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In seinen Arbeiten iiber Darmvolvulus definiert LAuRELL den Be- 
griff Volvulus in klinischem Sinne als eine Umdrehung des Darmes um 
die Mesenterialachse mit Beschwerden von wechselnder Art und Inten- 
sitiit. Die Beschwerden beruhen auf Verengung des Darmlumens, Ge- 
fisstrangulation oder beidem. Damit die Lumenverengung selbst Be- 
schwerden in Form von Passagehindernis hervorrufen kann, ist seiner 
Ansicht nach eine straffe Axialtorsion oder eine »Knicktorsion» des 
Darmes erforderlich. 

Bekanntlich unterscheidet man zwischen einem pathologischen und 
einem physiologischen Darmvolvulus. Der erste verliuft mit, der letztere 
ohne Beschwerden. Die pathologische Form zeigt eine Umdrehung des 
Darmes um die Mesenterialachse von in der Regel mehr als 180°, wiihrend 
die Umdrehung bei der physiologischen gewoéhnlich héchstens 180° 
betriigt. Dass eine scharfe Grenze zwischen diesen Formen nicht besteht, 
zeigt HoLMGRENS Fall mit 360° Sigmoideumvolvulus ohne nennens- 
werte Beschwerden. 

ie Bedeutung der Raumverhiltnisse im Bauch wird von LAURELL 
hervorgehoben, besonders bei S-Volvulus. Er weist auf die gréssere 
Moy ichkeit einer Spontanreposition von Volvulus bei Frauen mit ihrem 
ger: umigeren Becken und ihrer vor allem nach wiederholten Schwanger- 
sch: ‘ten oft schlaffen Bauchwand hin. LONNERBLAD betont die Rolle, 
wel ie u. a. die Gasfiillung des Colon transversum und die Straffheit 
der Bauchwand bei den relativ seltenen Fillen von Ventrikelvolvulus 


Bei der Redaktion am 31. X. 1946 eingegangen. 


. us der Réntgenabteilung des Universitiitskrankenhauses i Uppsala (Chef: Prof. 
. AURELL). 


J—470088. Acta Radiologica. Vol. XXVIII. 


~ 
- 
A 
e 9 
4 
\- 
4 
d 
t 
t) 
von 
ts 
id 
n- 2 
st 
ad 
: 
r- 
al 
Wes 
nt 
ng ol 
ct 
X- 
nd 
de 
ne 
ly 
od 
en 
red 
the 
ald 


210 CURT JOHANSON 


spielen. In einer persénlichen Mitteilung unterstreicht er die Bedeutu 
der Stiitze, welche ein Korsett der Bauchwand gibt. Er diagnostizie: e 
(1934) réntgenologisch einen klinisch latenten, intermittenten Ventrik |- 
volvulus bei einer 40-jihrigen Frau, einer I-para, bei welcher sich ¢ +r 
Ventrikel in Volvuluslage befand, wenn ihr Korsett die Bauchwa d 
bis zum Epigastrium hinauf stiitzte. Wenn das Korsett abgenomn n 
wurde, reponierte sich ihr Ventrikelvolvulus spontan. Natiirlich kénr »n 
andere Momente, z. B. Adhisionen oder Tumor in der Ventrikelwa: 4, 
in gewissen Fiillen eine gréssere Rolle spielen. 

Die Bedeutung lokaler Raumverhiiltnisse im Bauch, welche cen 
gelegentlich »dislozierten» Darmteil verhindern, seinen natiirlichen P|. tz 
wieder einzunehmen, scheint mir aus den zwei nachstehend beschriebe: en 
Fillen hervorzugehen. 


Kasuistik 


I. Fall von Caecumvolvulus. 


Kiirzlich wurde auf der hiesigen Réntgenabteilung eine Frau weven 
Bauchschmerzen untersucht, welche, wie sich herausstellte, auf einem 
Caecumvolvulus beruhten. Bei gewéhnlicher klinischer Untersuchung 
war es schwer, zu einer Diagnose zu gelangen. Da die Réntgenunter- 
suchung nicht bloss die Diagnose ergab, sondern auch Reposition ces 
hinaufgeschlagenen Caecum erméglichte, scheint mir der Fall Erwaihnung 
zu verdienen. 

Die Patientin ist -eine 36-jahrige Frau, Unipara. 1928 Nephrolithiasis sin. 1930 
Salpingitis bilat. 1931 subtotale Strumektomie. 1943 Salpingitis bilat. Danach beschwer- 
denfrei. Immer regelmissiger Stuhl ausser in der letzten Woche, als sie etwas an Ver- 
stopfung litt und nur jeden zweiten oder dritten Tag Abfiihrung stattfand. Normale 
Menstruation. Zuletzt am 10. 11. 45. 

Erkrankte in der Nacht zum 23. 11. 45 mit Schmerzen unterhalb der Nabelebene, 
am stirksten rechts im Bauch. Sie hatte teils gleichmissigen bohrenden Schmerzen, 
teils anfallartig auftretende Schmerzen beim Urinieren. Ubelkeit, aber kein Erbrec!ven. 
Sparsamer Gasabgang. 

Status bei der Aufnahme am 23. 11. 45: Allgemeinzustand nicht beeintricli' igt. 
Temp. 37.5°. Der Bauch ist unterhalb der Nabelebene stark empfindlich. Keine Défense, 
aber aktive Muskelverteidigung. Keine pathologischen Resistenzen tastbar. Kein m: rk- 
barer Meteorismus. Per rectum: intensive Empfindlichkeit iiber der Fossa Doug «si. 
Die Schmerzen strahlen bei Palpation in den Bauch hinauf. Blut: Reststickstoff 29 m.°. 
Hb. 10.3 g%, rote Blutkérperchen 4.75 Mill., weisse 11,400 (10,200 poly., 1,200 mor ».). 
Harn: nichts Pathologisches. Gynikologische Untersuchung: Portio sehr empfindlic! im 
iibrigen o. B. Uterus anteflektiert, scheint vergréssert zu sein (giinseeigross/), © irk 
empfindlich bei Dislokation, ziemlich fest. Missige Empfindlichkeit iiber den Ad) xa 
beider Seiten, aber keine Verdickung derselben. Speculumuntersuchung: weiss!) ‘er 
Fluss, im iibrigen 0. 


Nach der Aufnahme ins Krankenhaus lag Pat. mit in Interva ‘1 
auftretenden Schmerzen und hatte weder Abfiihrung noch Gasabg: 
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CAECUM- UND SIGMOIDEUMVOLVULUS 


Fig. |. Das hinaufgeschlagene Caecum, Fig. 2. Skizze zu Fig. 1. 
dem das Sigmoideum anliegt. 


Wurde ca. 12 Stunden nach der Aufnahme mit der Fragestellung Ileus? 
zur |téntgenuntersuchung iiberwiesen. 

Die Réntgenuntersuchung (J. Nr. 14670/45) erfolgte knapp 14 Stunden 
nach der Erkrankung. Ubersichtsbilder des Bauches zeigen miissigen 
Gasgehalt im Colon und reichliche Scybala. Keine sicher gashaltigen 
Diinndirme. Auf Bildern mit horizontaler Strahlenrichtung keine Niveaus 
sichthar. Im rechten Teil. des Bauches sieht man das Colon ascendens 
mit kleinblasigen Scybalamassen gefiillt. Ausserdem bemerkt man eine 
in der Hauptsache mit dem Colon ascendens parallelle, miissig durch 
Gase aufgetriebene Colonschlinge unter dem rechten Rippenbogen. Diese 
beiden Schlingen decken sich teilweise. Keine Zeichen von freier Fliissig- 
keit m Bauch. Leichte linkskonkave Lendenskoliose. Psoasschatten 
werden zum grésseren Teil von Darminhalt verdeckt. Lungen und Herz 
bei D wehleuchtung anscheinend normal. Freie Zwerchfellbewegungen. + 

Ur. die Verhiltnisse im rechten Teil des Bauches zu kliren, wurde 
Kont-asteinlauf in das Colon vorgenommen. Hierbei fiillte sich das 
Colo: ohne Schwierigkeit bis zur Héhe des rechten Os ilium. Als der 
Kont ast dorthin gelangt war, bekundete die Patientin Schmerz. Durch 
Vorsi itige Palpation konnte man dann unter Durchleuchtung die oben 
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Fig. 3. Fig. 4. 


Fig. 3. Nach Ausscheidung des Einlaufs im Sitzen wurde das Caecum reponiert und 
liegt an seiner gewohnlichen Stelle. 
Fig. 4. Das Caecum konnte bis in das kleine Becken hinabreichen. 


beschriebene, am Colon ascendens liegende, gashaltige Darmschlinge mit 
Kontrast fiillen. Dieselbe bestand aus dem medial- nach vorn hinauf- 
geschlagenen Caecum und warscheinlich auch aus dem unteren Teil des 
Colon ascendens. Das Sigmoideum war lang und reichte mit einer Sch!inge 
nach rechts in den Unterbauch hiniiber, wo sie direkt dem umgesvhla- 
genen Darmteil anlag. Infolge von Insuffizienz der Valvula ileocae«alis 
drang ein Teil des Kontrastes in die distalen Ileumschlingen, welche von 
normaler Weite waren (Fig. 1). 

Nachdem Pat. den Kontrast im Colon in sitzender Stellung von sich 
gegeben hatte, lag der Caecalpol an seinem gewohnlichen Platz wv ten 
rechts im Bauch (Fig. 3). — Bei Passageuntersuchung ein paar ge 
spiiter zeigte sich, dass der Caecalpol bis in das kleine Becken hi: ab- 
reichte (Fig. 4). — Pat. gab an, dass die Beschwerden verschwan 'en, 
wenn der Kontrasteinlauf abgegangen war. Sie war ganz beschwer °n- 
frei, hatte danach tiagliche spontane Abfiihrungen und wurde nac_ 6- 
tiigiger Beobachtung symptomfrei entlassen. 

Hier lag also em Caecumvolvulus vom Typus Knicktorsion or. 
Das Torsionsmoment war jedoch wenig ausgesprochen. 
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Die Verlagerung des Caecums kann denkbarerweise folgendermassen 
tanden sein: Das bewegliche Caecum fiillte sich gelegentlich mit 
on, bekam hierdurch ein relativ niedriges spezifisches Gewicht und 
sich, wenn Pat. auf der rechten Seite lag. Als sie sich dann setzte, 
bte das Caecum nach dem rechten Hypochondrium hinauf. Sein 
| «z unten im Bauch wurde von anderen Darmschlingen eingenommen, 

. der oben erwiihnten langen Sigmoideumschlinge. An der Knickstelle 

eine gewisse Passage méglich, weshalb das Caecum nur miissig auf- 

ieben wurde. Seine Gase konnten indes nicht vollig abgehen. 

Jer Mechanismus bei der Reposition war vermutlich folgender: Bei 

Coloneinlauf wurden die Gase aus dem Caecum in die Diinndiirme 
ibergeschoben. Das spezifische Gewicht des Caecums erhéhte sich 
.a dadurch, das sich das Caecum mit schwerem Kontrast fiillte. Als 

. den Kontrast ausschied, war das Sigmoideum in einem gewissen 

aent mehr oder weniger zusammengefallen, wobei der Raum im Unter- 
bauch zunahm. Da die Entleerung im Sitzen stattfand, sank das Caecum 
infolge seines erhéhten Gewichts nach unten gegen das Becken, was auch 
durch den gleichzeitigen Zusammenfall des Sigmoideums begiinstigt 
wurde. Die Reposition erfolgte also im Zusammenhang mit der auf den 
Réntgenbildern leicht erkennbaren Umlagerung der Darmschlingen, eine 
Folge ihrer veriinderten spezifischen Gewichte. 

Die Voraussetzung fiir die Entstehung eines Caecumvolvulus ist na- 
tiirlich ein Caecum mobile. Die Frequenz einer solchen Entwicklungs- 
variante betrigt nach CHALFANT ca. 20 %. Er fiihrt auch Harveys 
Untersuchung mit 13.3 °% unter 105 Autopsien an, Prersots Funde 
von 14 %, TREVERs von 26 % und SmirHs von 31 %. 

Auch das Mesenterium commune begiinstigt die Entstehung dieses 
Volvulustypus. Castay untersuchte und beschrieb 1934 einen Fall von 
hinaufgeschlagenem Caecum bei Mesenterium commune. Das nach rechts 
hinaufgeschlagene Caecum konnte manuell bei Durchleuchtung reponiert 
werden. Danach hérten die Beschwerden in Form von Kolikschmerzen, 
Gasspannungen und Erbrechen auf. 

Als bedeutsame Momente bei der Entstehung eines Caecumvolvulus 
hat man hervorgehoben: periappendikulire Adhisionen, Briden nach 
Operationen, Omentbiinder, schrumpfende Mesenteritis und Tumor in der 
Darawand. Aussere Ursachen, wie Trauma, eine heftige Bewegung oder 
Heb n eines schweren Gegenstands, werden bisweilen in der Literatur 
ng _ aber es ist natiirlich schwer, die Wirkung dieser Momente zu 

w eilen. 

_  LavReELts oben erwihnten Arbeiten werden einige Frequenz- 
ziff' n fiir verschiedene Volvulusformen angefiihrt. So fand 
unt’ 471 von ihm zusammengestellten Volvulusfiillen in 50 % Sigmoi- 
deu -, in 34.4 % Diinndarm-, in 10 % Caecumvolvulus und in dem 
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Rest der Fille andere Volvulusformen. In einem finnischen Mate | 
von 195 Volvulusfiillen konstatierte SALTIN in 43.5 % Sigmoideum-. in 
34.5 °% Diinndarm- und in 22 % Caecumvolvulus. AcHMATowICcs hz. te 
unter insgesamt 107 Volvulusfillen 57 °% Sigmoideum-, 35.5 % Dii .n- 
darm- und 7.5 % Caecumvolvulus. Unter 31 réntgendiagnostizie: en 
Volvulusfillen aus den Jahren 1923—1936 fand LAuRELL nur ei jen 
Caecumvolvulus. Spiiter sind auf seiner Abteilung ausser den oben \e- 
schriebenen noch drei solche Fiille diagnostiziert worden. In einer k .rz- 
lich von ver6ffentlichten Arbeit iiber Caecumvolv:.lus 
beschreibt dieser 5 réntgendiagnostizierte Fiille in einer Serie vor 54 
Fallen von Volvulus im Dickdarm wiihrend eines Zeitraums von 7 Jahven. 

FRIMANN-DaHL sagt in seiner Arbeit, dass das Réntgenbild siark 
variieren, aber doch Zeichen aufweisen kann, die fiir den Zustand cha- 
rakteristisch sind. In seinem Buch »Rontgenundersokelser ved akutte 
abdominalsykdommer» beschreibt er die Symptome in der Haupts:iche 
folgendermassen: Ubersichtsbilder zeigen das von Gasen gewaltig auf- 
getriebene Caecum, dessen Lage im Bauch wechseln kann. Bei horizon- 
taler Strahlenrichtung sieht man ein langes Niveau im Unterschied zum 
Sigmoideumvolvulus, wo man bei Umdrehung beider Schenkel der Sig- 
moideumschlinge fast immer zwe?t lange Niveaus, eines in jedem Schenkel. 
wahrnimmt. Ausserdem beobachtet man bisweilen sowohl bei Caecum- 
als bei Sigmoideumvolvulus erweiterte, gas- und fliissigkeitshaltige Diinn- 
diirme, also das Bild eines mechanischen Diinndarmileus. Ist die Stenose 
andererseits in dem einen der beiden Schenkel der Sigmoideumsch|inge 
lokalisiert, so geben die Ubersichtsbilder den Eindruck eines Dickdarm- 
ileus, wo nicht nur ein von Gasen aufgetriebenes Sigmoideum das Bild 
beherrscht. Hier wie bei Caecumvolvulus wird die Diagnose durch einen 
Kontrasteinlauf in das Colon erméglicht oder sichergestellt. 


IT. Ein Fall von Sigmoideumvolvulus bei eingeklemmtem Femorallruch. 


In dem nachstehend beschriebenen Fall eines S-Volvulus von nur 
180° hatte man beabsichtigt, eine Reposition durch Entleerun: der 
umgedrehten Schlinge herbeizufiihren, so dass die Schenkel bei | |pa- 
tion und geeigneter Lageveriinderung der Patientin aneinander v. bei- 
gleiten sollten. Dies gelang indes nicht, aus Griinden, die erst bi der 
Operation klar wurden. 


Die Patientin, eine 77-jaéhrige Frau, kam in einem [leuszustand ins Kranke aus. 
Die anamnestischen Angaben waren nur sparsam. Sie scheint jedoch friiher im © »sser 
und ganzen gesund gewesen zu sein. Wahrend des letzten Jahres ein- bis dreitagig: ‘erio- 
den von Beschwerden in Form von Kneifen im Bauch, der gleichzeitig aufgetrieb: war. 
Bei diesen Gelegenheiten bestand eine gewisse Obstipation, sonst normale Abfi ung. 
Pat. erkrankte eine Woche vor der Aufnahme mit gleichartigem Bauchkneifen u aus 
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Fig. 5. 
Das erweiterte Sigmoideum lag auf der rechten Seite in einem Volvulus von 
180°. 


Eine lokale Axialtorsion von 180° in dem oralsten Teil des Colonschenkels des 
Sigmoideums. 


serdem Erbrechen, welches zunahm und am letzten Tage anhaltend war. Angaben iiber 


Abf 


iihrung und Gasabgang per anum unsicher. Der Bauch wurde immer gespannter. 
Status: Pat. stark ausgetrocknet und mitgenommen. Temp. 38.s°, Puls 96. Bauch 


aufgetrieben, meteoristisch, besonders im linken Teil. Keine Resistenzen tastbar. Diffuse 
Empfindlichkeit. Keine Briiche nachweisbar. Per rectum reichliche Scybala. Harn: 
normaler Befund. 
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Wegen Verdachts von Colonhindernis wurde sofort eine Roéntgen- 
ersuchung vorgenommen (J. Nr. 7197/46): Auf Ubersichtsbildern sieht 
n einen ausgesprochenen Colon- und Diinndarmmeteorismus im rech- 
Teil des Bauchfeldes. Im Stehen treten bei horizontaler Strahlen- 
‘tung einige reichlich 2 cm lange Niveaus im rechten mittleren Teil 
Bauches hervor, die Mehrzahl wahrscheinlich in Diinndarmschlingen 
end. — Bei Coloneinlauf fiillte sich ziemlich leicht eine stark erweiterte 
noideumschlinge, die im rechten Teil des Bauches lag und 180° 
reht war (Fig. 5). Nahe dem Ubergang zwischen Sigmoideum und 
m descendens zeigte das Sigmoideum eine lokale Axialtorsion von 

mit starker Verengung des Lumens (Fig. 6). Es gelang, Kontrast 
der engen Stelle vorbeizutreiben, wobei sich das Colon descendens 
‘ie die linke Colonflexur fiillten. Nur eine minimale Kontrastmenge 
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Fig. 7. Obgleich der Rectumschenkel f; + 
ganz entleert wurde, konnte kei « 
Reposition erzielt werden. 

Fig. 8. Skizze des Operationsbefund s, 
welche eine straff nach ein 
eingeklemmten Bruch gespan: 
Diinndarmschlinge zeigt, die « \; 
Sigmoideum an der Torsionsst: | 
fixierte und komprimierte. 


r 


gelangte in das Transversum. Man konnte leicht einen weichen Gummi- 


schlauch in den langen, erweiterten Rectumschenkel des Sigmoideums 
schieben, wobei Gase abgingen. Nachdem der gréssere Teil des Kontrast- 
einlaufs im Rectumschenkel des Sigmoideums ausgeschieden worden war. 
war diese Partie des Darmes zusammengefallen, ausser dem zuniiclist 
dem Colonschenkel gelegenen Teil, der fast ebenso erweitert war wie 
vorher. Trotz der teilweisen Entleerung der Sigmoideumschlinge, trotz 
Palpation und Lageveriinderungen der Patientin konnte keine Reposition 
erzielt werden. Man sieht nun in dem oralen, kontrastgefiillten Teil «es 
Rectumschenkels eine nach unten konkave Begrenzung des Kontrs sts 
(Fig. 7), wie wenn etwas von aussen gegen das Sigmoideum gedrii 
hatte, wahrscheinlich erweiterte Diinndirme in der Mitte des Bauc’s. 
Da die Verengung (Fig. 6) die ganze Zeit iiber bestehen blieb, konnte r : 
vermuten, dass noch ein anderer Faktor als bloss die Volvuluslage d 
Verengung verursachte und auch dazu beitrug, die Reposition zu | 
dern. 

Um das Darmhindernis zu lésen oder, falls sich dies als unmég 
erweisen sollte, eine Darmfistel anzulegen, wurde (nach vorhergeher: 
Fliissigkeitszufuhr) Laparotomie gemacht. Bei Operation in Lo! 
anisthesie (Dr. WALLDEN) fand man im Bauch stark aufgetriebene, ; 
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w | fliissigkeitshaltige Diinndarmschlingen. Eine solche Schlinge ging 
ge pannt vom linken Teil der Bauchhdle vor der aufgetriebenen Sigmoi- 
de mschlinge abwiirts nach der rechten Leiste, wo sie in einem Femoral- 
br ch fixiert war. Die straff gespannte Diinndarmschlinge klemmte die 
be len Schenkel der Sigmoideumschlinge gerade an der oben erwihnten 
A altorsion zu, wie Fig. 8 andeutet. Die eingeklemmte Darmpartie war 
kl a, reichlich 1 cm lang, was erklirt, dass der Bruch nicht von der 
Le te aus getastet werden konnte. An der Darmwand befand sich eine 
de cliche Klemmfurche. Wegen des schlechten Zustands der Patientin 
fa: | keine eingehende Exploration des Bauches statt. Wiahrend des 
Al chlusses der Operation traten heftiges Erbrechen fikaler Massen 
un. Zeichen von Atembeschwerden auf. Dabei aspirierte Pat. erbro- 
ch: nen Darminhalt. Aussaugen, kiinstliche Atmung, Sauerstoff und 
Sti aulation konnten den Exitus nicht verhindern. — Bei der Obduktion 
sal man keinen Sigmoideumvolvulus. P. A. D.: Status post herniam 
inc.rceratam + aspiratio et suffocatio. 

Jer S-Volvulus, welcher vor der Operation bestanden hatte, war 
offenbar spontan reponiert worden, nachdem die fixierende Wirkung 
der Bruchschlinge an der S-Schlinge aufgehoben worden war. 

Mittels der Réntgenuntersuchung konnte man feststellen, das ein 
S-Volvulus und ausserdem ein mechanischer Ileuszustand im Diinndarm 
voriag. In diesem Fall konnte ein Sigmoideumvolvulus erst nach Kon- 
trasteinlauf diagnostiziert werden, weil die Sigmoideumschlingen nicht, 
wie es sonst oft der Fall ist, stark durch Gas und Fliissigkeit aufgetrieben 
waren. Man konnte keine langen Niveaus wahrnehmen, sondern nur einige 
kurze, welche mit Recht nach erweiterten Diinndiirmen verlegt wurden. 

ie Untersuchung gab Anlass zu dem Verdacht, dass noch ein anderer 
Faktor als bloss die Volvuluslage die Verengerung im oralsten Teil des 
Colonschenkels verursachte. Ob das Bild von mechanischem Diinn- 
darmileus als sekundir zu S-Volvulus zu deuten ist oder nicht, liess 
sich nicht sicher entscheiden. Wenn der Zustand der Patientin eine Auf- 
schiebung der Operation um einige Stunden gestattet hitte, so hiitte dies 
vielleicht durch eine kurze Passageuntersuchung der Diinndirme mit 
geringer Kontrastmenge festgestellt werden kénnen. In einer réntgeno- 
logischen Studie iiber Briiche hat LaurELL nachgewiesen, dass klinisch 
= diagnostizierbare Briiche bei Passageuntersuchung entdeckt werden 
sOnren. 

! ie Anamnese spricht nicht gegen einen intermittenten, leichten 8- 
Vol: lus mit Perioden von kneifenden Schmerzen, Auftreibung des 
Bau hes und Obstipation. Typische Zeichen starker Strangulation von 
Mes aterialgefiissen scheinen nicht vorgelegen zu haben, denn dann 
miis ‘en blutige Diarrhéen und reichlicher Gasabgang aufgetreten sein, 
als: e Volvulusanfille aufhérten. Auch bestanden bei dieser Gelegenheit 
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keine Zeichen von ausgesprochenem Passagehindernis im Colon, da a 
das Rectum mit Scybala gefiillt war. 

In diesem Fall ist es wahrscheinlich, dass eine Brucheinklemm: og 
einer Diinndarmschlinge das Primiire war, und dass die Umdrehung er 
Sigmoideumschlinge um 180° ein sekundiires Phiinomen war. Als lie 
Brucheinklemmung stattfand, kann ein physiologischer Volvulus \ »r- 
gelegen haben, der durch die eingeklemmte, straff gespannte Diinnda i- 
schlinge fixiert wurde. Die Volvuluslage des Sigmoideums kann d: \k- 
barerweise auch folgendermassen entstanden sein: Der Rectumsche: \el 
des Sigmoideums ist durch das Rectum indirekt an die hintere Bai.ch- 
wand gebunden und also weniger verschiebbar als grosse Teile des 
Colonschenkels. Nachdem ein Passagehindernis im Diinndarm durch 
Brucheinklemmung entstanden ist, wird dieser oral von der Eink!om- 
mungsstelle durch Gas und Fliissigkeit aufgetrieben. Diese Darmiecile 
verschieben dann einen langen Colonschenkel nach rechts am Rectum- 
schenkel vorbei, da sie links eines langen, umgeschlagenen Simoideums 
liegen. Wahrscheinlich hatte auch vor der genannten Umdrehung ein 
Megacolon sigmoideum vorgelegen und also die Voraussetzung fiir physio- 
logischen oder pathologischen Volvulus bestanden. 

LavRELLs oben erwihnten Arbeiten iiber Darmvolvulus enthalten 
eine ausfiihrliche Darstellung und Diskussion der Atiologie und Patho- 
genese des S-Volvulus sowie der Réntgendiagnostik desselben. Als die 
wichtigste Voraussetzung fiir die Entstehung von S-Volvulus wird her- 
vorgehoben, dass die S-Schlinge und ihr Mesenterium abnorm lang zu 
sein pflegen. Atisserdem pflegt der Ansatz des Mesenteriums an der 
Bachwand oft einen spitzeren Winkel als gewohnlich zu bilden. Hierdurch 
riicken die Sigmoideumschenkel bei den Fixationspunkten an der hin- 
teren Bauchwand nahe aneinander. Dies wird oft noch durch eine narbige 
Schrumpfung im Mesenterium in derselben Héhe akzentuiert, eine |’olge 
wiederholter Traumatisierungen bei friiheren Volvulusattacken. 

Ich halte es fiir wahrscheinlich, dass Briden und Adhisionen «azu 
beitragen kénnen, einen entstandenen S-Volvulus zu fixieren. Sie ! nn- 
ten solchenfalls ihre grésste Bedeutung fiir das Symptombild in den 
Fiillen haben, wo die Stenosierung durch die Umdrehung allein ‘eine 
vollstiindige ist. Ein »Brideniquivalent» lag hier in der straff nach dem 
Bruch gespannten Diinndarmschlinge vor. 

In LavRELLs oben genannten Arbeiten wird gezeigt, wie ein pa‘ \olo- 
gischer S-Volvulus oft spontan oder bei Einlauf per rectum rep: vert 
wird. Bisweilen muss zuerst ein Teil des Inhalts der umgedrehten | rm- 
schlinge entleert werden, was oft gelingt, wenn man per coor eine 
weiche Gummisonde einfiihrt, entweder bei Rectoskopie (FRIMANN-! HL) 
oder bei Durchleuchtung (HoLMGREN). 
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CAECUM- UND SIGMOIDEUMVOLVULUS 


ZUSAMMENFASSUNG 


Beschreibung und Analyse des Mechanismus in einem Fall von Caecumvolvulus, 

im Zusammenhang mit Kontrasteinlauf in das Colon reponiert wurde, sowie 
es Falles von Sigmoideumvolvulus, offenbar sekundir zu mechanischem Diinn- 
mileus, welcher auf Brucheinklemmung beruhte. Reposition trat nicht ein, obgleich 
Rectumschenkel mit Hilfe einer Sonde entleert wurde. Das Hindernis fiir die Re- 
ition war in diesem Fall eine iiber der Umdrehungsstelle straff gespannte Diinndarm- 
linge, eingeklemmt in einen klinisch nicht diagnostizierbaren Femoralbruch. Als be- 
ders wichtige Faktoren bei der Entstehung und Reposition von Volvulus werden die 
iffheit der Bauchwand und die verschiedene Gasfiillung des Magen-Darm-Kanals 
ie die dadurch bedingten Verinderungen der spezifischen Gewichte hervorgehoben. 


SUMMARY 


Description and analysis of the mechanism in a case of caecum volvulus which was 
re ‘ored in conjunction with contrast infusion in the colon and of a case of sigmoideum 
volvulus manifestly secondary to mechanical ileus of the small intestine due to hernial 
pressure. Reposition did not take place despite the fact that the rectum was evacuated 
with the help of a sound. The obstruction for the reposition considered of a rigidly 
stretched coil in the small intestine above the place of twisting pressed into a clinic- 
ally undiagnosable femoral hernia. Tension of the abdominal wall together with the 
different gases in the stomach and intestinal canals together with the consequently 
considerable changes in the specific weights are held as being especially important 
factors in the appearance and reposition of the volvulus. 


RESUME 


Description, et analyse du mécanisme, d’un cas de volvulus du coecum qui se réduisit 
i la suite de l'introduction d’un lavement opaque dans le colon, et relation d’un cas de 
volvulus de l’anse sigmoide, manifestement secondaire 4 un iléus mécanique de l’intestin 
gréle causé par un étranglement herniaire. Dans ce second cas la réduction ne peut étre 
obtenue bien que le pied rectal de l’anse eit été vidé 4 l’aide d’un sonde. L’obstacle a 
la réduction était constitué par une anse gréle tendue avec force par-dessus |’endroit 
de la torsion, et étranglée dans une hernie crurale qui ne pouvait étre diagnostiquée 
cliniquement. L’auteur reléve comme facteurs importants pour l’apparition d’un volvulus 
et pour ses possibilités de réduction l'état de tension de la paroi abdominale et les iné- 
galiiés de remplissage gazeux du tube gastro-intestinal, avec les changements qui en 
résultent dans le poids spécifique de ses divers segments. 
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FROM KING GUSTAV V's JUBILEE CLINIC IN LUND (CHIEF: B. EBENIUS, M. D.) 


SOME OBSERVATIONS ON RADIATION SICKNESS 
AND ITS TREATMENT’ 
by 


Stig Kullander 


The radiation sickness syndrome, with its well-known symptoms of 
fat gue, loss of appetite, nausea and vomiting, has for long been the ob- 
jec. of speculation, especially as regards its aetiology. Many explanations 
have been put forward, of which the following are the best known: 

a) An effect of the inhalation of gases — ozone, etc. This factor has 
been practically eliminated nowadays by the use of shock-proof roentgen 
apparatus. 


A sequel of: 


») Chemical changes in the body caused by irradiation. 

c) Absorption of substances from destroyed cells (histamine and 
histamine-like substances). 

d) A disturbance in the sympathetic-parasympathetic nervous bal- 
ance. 

e) Injuries to the adrenal glands. 

Psychic factors. 


None of these theories has succeeded in giving an entirely satisfactory 
explanation of the true cause of radiation sickness. 

A careful investigation of the changes which occur in the metabolism 
of the body due to irradiation has been made by GoLpMAN (1943), who 
came to the following conclusions: neither the basal metabolism nor the 
pH of the blood undergoes any changes. Studies of the metabolic balance 
have shown that the excretion of nitrogenous substances, phosphorus 
and sulphur, is increased during irradiation, whereas the excretion of 
creo‘inin and calcium is unaffected. An interesting statement is that 
patients who received a low intake of sodium chloride appeared to be 
mor: liable to radiation sickness than others. 

‘OBERTSON (1943), however, in similar studies, found that the ap- 
par ot relation between the chloride balance and the degree of nausea 
and vomiting is that the disturbance in the chloride balance constitutes 


Submitted for publication, Nov. 24, 1946. 
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a secondary phenomenon and is not, therefore, the specific cause . 
radiation sickness. 

On the basis of the various theories, innumerable therapeutic measur: . 
have been suggested and attempted. 


The Writer’s own Observations 


In February, 1946, I happened to observe that the administration [{ 
diluted hydrochloric acid (7 per cent) to a patient suffering from obvio s 
radiation sickness with frequent daily vomiting resulted in a prom 
alleviation of the symptoms and a considerable improvement in the co. - 
dition. Since then, hydrochloric acid therapy has been tried out in eve y 
case of severe radiation sickness at the Clinic. 

Hydrochloric acid has not been administered until the patient h.s 
shown definite signs of radiation sickness. Once the HCl therapy has been 
introduced, neither the size of the irradiated area, nor the dose of radia- 
tion has been reduced. The criteria used to establish whether the cases 
suffered from true radiation sickness were: repeated vomiting in con- 
nection with radiotherapy in patients who showed no such symptoms 
before the commencement of treatment. 

The results of the hydrochloric acid therapy have hitherto been so 
satisfactory that an account of it at this stage appears to be justified, 
despite the fact that the number of cases is not so large. 

A total of 12 patients with radiation sickness were treated during 
the period February to May, 1946. The majority of these cases received 
roentgen treatment to relatively large abdominal fields, and the skin dose 
was 300—500 r daily. Radiation sickness occurred immediately following, 
or only a few days after, the commencement of treatment. The nausea 
and vomiting ceased, in all the cases, when hydrochloric acid therapy 
was started. 

The most usual dosage was 20 drops of 7 per cent hydrochloric avid 
in a small glass of water four times a day. One dose was given before each 
meal and one immediately following the roentgen treatment. In some 
more resistant cases, each single dose was increased to 40 drops. Some 
of the patients had first been treated with hyoscine preparations without 
any evident results. 

Radiation sickness is not uncommon in connection with radium tre 
ment in gynaecological cases, but is usually so transient that no thera» 
has been necessary, although we have, in several such cases, succeeded 
promptly alleviating the sickness. 

In a study of existing literature, the writer could find no ment 
of hydrochloric acid alone being used for radiation sickness. RicHa! »s 
and Prrers (1936), however, have in some cases administered 5 dr 
of diluted hydrochloric acid simultaneously with chlorbutol prepe 
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tio 3. They made the observation that those cases which received this 
ex emely small dose made a far better recovery than those which re- 
cei 2d chlorbutol preparations alone. 

‘he effect of hydrochloric acid therapy gave rise to the question of 
wh cher, in radiation sickness, any insufficiency in the secretory func- 
tio. of the stomach was present. Lately, all vomits from patients suffer- 
ing rom this syndrome have been analysed to determine their percentage 
of . vdrochloric acid. 

4 vomits from 36 patients were analysed. 50 of these were Congo 
neg tive and only 4 Congo positive. The Congo positive vomits showed, 
on tration, the following values for free HCl and total acidity respec- 
tive v: 20—59, 15—30, 16—32, 12—46l. 

can thus be said that the vomits from patients suffering from radia- 
tion sickness show, as a rule, achlorhydria, and no large quantity of 
hydrochloric acid is, therefore, produced in the stomach of such patients 
during the sickness. The small number of cases in which free HCl was 
present in the vomited content of the stomach all showed low values on 
titration. 

In the majority of cases, vomiting occurred after a meal, but often 
as well on an empty stomach, when the degree of nausea during the day 
had been such that the patient had refused food. Badly digested food 
remains and plenty of mucus was common in the vomits, even when 
vomiting occurred a considerable time after a meal. 

In order to ascertain whether these patients, even under other con- 
ditions, suffered from achlorhydria, an ordinary fractional test-meal was 
given to 10 of the patients — chosen at random — whose vomits had been 
analysed. The test-meal examinations were made at periods when radio- 
logical treatment had not been given. A production of free hydrochloric 
acid was present in all cases. 8 showed practically normal HCl content, 
and in 2 cases hypochlorhydria was present with free HCl values not 
exceeding 15. 

Ii would, therefore, appear that, in radiation sickness, there is an 
insufficiency in the production of hydrochloric acid, even in patients 
whos» production is normal under other conditions. 
ese investigations of the state of the secretion of hydrochloric acid 
during radiation sickness thus definitely oppose the theory that histamine 
and istamine-like substances affect the occurrence of this syndrome, 
since such substances, on the contrary, give rise to an increased secretion 
oH’ |. In order to give additional support to this theory, we have treated 
4 car s of radiation sickness with histamine injections in doses of '/, mg 
hista ine daily before each meal. 

I all these cases radiation sickness has been alleviated, with cessation 
of vc aiting. This has been interpreted by us as an effect dependent on 
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the production of hydrochloric acid in the stomach caused by the his 
mine. If the radiation sickness depended on the histamine formed on + 
destruction of the tumour cells, it would be rational in such cases for + 
symptoms to have been exaggerated. 

It is probable that the insufficiency in the production of hydrochk 
acid is only a secondary symptom in radiation sickness, but presuma 
an important one, which can cause — or at any rate contribute to — 
vomiting. The vomiting produces a condition of dehydration and s 
depletion which, in its turn, still further decreases the appetite and 
creases the fatigue of the patient, and thus a circulus vitiosus is form 

If we can arrest the vomiting and restore the appetite, this insur: s 
satisfactory intake of fluids and calories, and the patient is then abl» 
combat or relieve the other symptoms: fatigue and lassitude. 


SUMMARY 


In severe radiation sickness with vomiting, a definite insufficiency of the pro:uc- 
tion of hydrochloric acid in the stomach is present, even when the ability to produce 
hydrochloric acid is normal under other conditions. Medication by means of hydrochloric 
acid has been shown to be a satisfactory therapeutic measure in combating radiation sick- 
ness, which also appears to be alleviated by injections of histamine. These observations 
definitely contradict the theory that histamine or similar substances can be aetiological 
factors in the causation of radiation sickness. 


ZUSAMMENFASSUNG 


Bei schwerem Réntgenkater mit Erbrechen liegt eine deutliche Insuffizienz der Salz- 
siureproduktion im Magen vor, auch wenn die Fahigkeit der Salzsiiureerzeugung unter 
anderen Verhaltnissen normal ist. Salzsiuremedikation hat sich als therapeutische Mass- 
nahme bewihrt bei der Bekimpfung des Réntgenkaters, der auch durch Histamininjek- 
tionen gebessert zu werden scheint. Diese Beobachtungen sprechen mit Bestimm' leit 
gegen die Theorie, dass Histamin oder ahnliche Substanzen bei der Entstehuny des 
Réntgenkaters atiologische Faktoren darstellen kénnen. 


RESUME 


Dans les cas sévéres de maladie des rayons avec vomissements, il existe une "ette 
insuffisance de production d’acide chlorhydrique dans l’estomac, méme 1a la favulté 
de sécréter cet acide est normale dans d’autres conditions. On a pu montrer que la »<li- 
cation chlorhydrique est une mesure thérapeutique satisfaisante pour combattre la mo: (lie 
des rayons, et l’on voit aussi les malades étre soulagés par des injections d’bista™ ‘ne. 
Ces observations vont directement & l’encontre de la théorie que l’histamine ou des _bs- 
tances similaires pourraient étre un facteur étiologique dans la génése de la mala) ‘les 
rayons. 
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FR M THE ROENTGENDIAGNOSTIC DEPARTMENT OF THE CAROLINE HOSPITAL, STOCKHOLM 


(HEAD: PROF. A. AKERLUND) 


1) USUAL URETERAL OBSTRUCTION BY HERNIATION 
OF URETER INTO SCIATIC FORAMEN' 


Report of a case 
by 
Ake Lindbom 


A woman of 54 had since 8 years leftsided colics often combined 
with chills. One month before admission to the hospital she had an 
attack lasting 2 days — longer than usual. On examination in the surgical 
clinic of the Caroline Hospital there were signs of urinary infection. 
White cells and Bacillus coli were present in the urine. 


Eixeretory urography showed hydronephrosis on the left side. Retro- 
grade pyelography with the catheter of Chevassu revealed that a loop 
of the ureter like a hernia protruded in the direction of the sciatic foramen. 
At the »neck» the loop was constricted. Above the constriction the 
ureter was dilated. (Fig. 1.) 

Operation verified this finding. The loop of the ureter into the sciatic 
foramen had passed out between the upper border of the piriform muscle 
and the hip bone and was strongly attached with adhesions. Peritoneum 
was not involved in the hernia. When loosened the loop could nevertheless 
not be straightened. The ureter was consequently resected above the 
loop and implanted into the bladder. 


After operation the resected part was filled with contrast medium. 
The ureter now dilated normally on the points where it previously had 
been constricted. (Fig. 2.) This indicates that the constriction at the neck 
of the hernia was the cause of the ureteral obstruction. Microscopic 
exan ination showed slight non-specific inflammation around the loop 
in tle hernia. 

/. excretory urography 18 days after operation showed normal 
excr sion of contrast medium and the hydronephrosis had disappeared. 


* Submitted for publication, Oct. 26, 1946. 
1 —470088. Acta Radiologica. Vol. XXVIII. 
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AKE LINDBOM 


Fig. 1. Retrograde pyelography showi: 
loop of left ureter herniated in 
sciatic foramen. 

Fig. 2. Resected part of ureter aft 
operation. 


Fig. 1. Fig. 2. 


Sciatic hernia is very rare. It generally contains bowel. It has not 
been possible to find any description of sciatic hernia containing ureter 
in the literature. 


SUMMARY 


A case of herniation of a loop of the left ureter into the greater sciatic foramen 
with hydronephrosis is described. 


ZUSAMMENFASSUNG 


Es wird ein Fall beschrieben, wo eine Schlinge des linken Ureters im Foramen ischia- 
dicum majus mit Hydronephrose vorlag. 


RESUME 


Description d’un cas d’engagement, a la fagon d’une hernie, de l’uretére gauche lans 
la grande échancrure sciatique, avec hydronéphrose concomitante. 
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.0M THE ROENTGEN DEPARTMENT OF CENTRALLASARETTET, OSTERSUND, SWEDEN 
(HEAD: DR GOSTA GRABERGER) 


A CASE OF MULTIPLE, HYPERPLASTIC TUBERCULOSIS 
OF THE COLON' 


by 
Harald Brodin, M.L. 


. considerable number of cases of inflammatory tumours in the 
colon have been described in the literature, unspecific (e. g. Trerzr, 
Hvau & ScHNITLER) as well as specific ones. Among the latter, the hyper- 
plastic intestinal tuberculosis is the most usual one (WEBER), and it 
has attracted a great interest as much from a differential-diagnostic 
point of view as from a therapeutic one and perhaps above all with regard 
to the pathogenesis. Since DucuEtT (quoted by Rankin & Magsor) in 
1869 described a case of hyperplastic ileocaecal tuberculosis and since 
HartMANN & PILureT in Paris and BILLRoTH in Vienna in 1891 held 
forth the importance of tuberculosis in the caecum, above all its hyper- 
plastic form, a considerable literature has appeared, treating »tuberculose 
scléro-hypertrophique», »typhlite tuberculeuse chronique», »tuberculome 
hypertrophique de caecum», »(chronic) hyperplastic tuberculosis», »tuber- 
culous hyperplasia», »tuberculoma», »Tuberkulom des Blinddarmes», 
ituberkuléser (Ileocaecal-) Tumor etc. The hyperplastic form of tu- 
berculosis as a rule appears solitarily, most often at the ileocaecal valve. 
In rare cases, it is found in other parts of the colon, especially in the 
flexures. Some time it is situated in the small intestine (HUEBSCHMANN). 


An idea of the frequency of the solitary hyperplastic tuberculosis of the 
colon (h. t. ¢.) is given by the following figures. Among 72 caecal tumours 
ina surgical material, 9 cases consisted of tuberculosis, among them 5 
cases of the hyperplastic form (J. F. ERDMANN), and among 546 examined 
patients from the tuberculosis hospital in Berlin (Waldhaus, Char- 
lotten ourg) J. RorHer diagnosed by Roentgen 3 cases of h. t. c. In 
a pos. mortem material of 8,087 patients, MAXWELL found 233 cases 
of int stinal tuberculosis, of which 2 showed hyperplastic type. MAXWELL 


1 ‘abmitted for publication, November 26, 1946. 
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considers this figure 2 to be lower than the frequency generally s¢ n, 
TISELL did not find any case of h. t. c. among 86 cases of intestinal u- 
berculosis. The frequency is highest between 21 and 40 years: ab ut 
twice as many as by the remaining groups of age together. In the gr up 
of 1—10 years, there was no case at all (ConRATH). 

As certain cases of multiple h. t. c. I have regarded those, w. ch 
fulfill the following claims: 

Macroscopic or roentgenologic description, which gives informa on 
of the localisation, degree and number of the changes. 

Microscopically secured tuberculosis. 

When the diagnosis of the cases of the literature has been cz led 
»plausible» o1 »uncertain», there has been smaller or greater deficien ies 
as regards above-mentioned claims. 


The frequency of multiple, synchronous h. t. c. is as a rule vaguely st»ted 
in the literature: »more seldom» (GoLDFARB & SussMAN), »often» (Lin- 
THICUM). Among HARTMANN’s 217 post mortem cases of h. t. ¢., there 
probably was one with multiple, hyperplastic stenoses. 8. ERDMAN has 
6 cases of hyperplastic intestinal tuberculosis, among them 5 in the 
colon (biopsies). One of these last-mentioned cases shows 2 lesions. In 
the sources available, there are 2 certain cases of multiple h. t. c. (K6nic, 
S. ErpMAN), 5 plausible cases (HARTMANN, FLECKSEDER, GOLDFARB & 
SussMAN 2 cases, RoTHER) and 5 uncertain cases (EISENHARDT, FRANK, 
HorMEIsTER, SuBBOTIC, STRATER): a total of 12 cases. Even if the plau- 
sible and the uncertain cases are taken into consideration, the multiple 
h. t. c. seems to be rare. Multiple h. t. c. may also appear metachronically 
(Rankin & Masor, FLECKSEDER). 

The h. t. c., both the solitary lesion and each of the multiple lesions, 
shows macroscopically the picture of a more or less stenosing and thick- 
walled, cylindrical, hard, often nodose tumour, which sometimes is 
adherent to surrounding organs, sometimes not. The size can be imposing: 
up to the size of a child’s head. The intestinal mucosa of the tumour 
does not show ulcers of the usual tuberculous type, but smaller or larger 
ulcers with smooth surfaces as by dysentery. Besides, here and there in 
the »tumour» area the mucosa is norma]. However, at the fold forma( ions 
of the thickened intestinal wall, which are usually found, character stic, 
sometimes long, polypous excrescences of the mucosa are to be seen 
(HvEBscHMANN). The ulcerations of the mucosa may be missing (L.cK- 
HART-MuMMERY, quoted by Woop). Fistulas may coexist. 

The regional glands are often enlarged and are larger than by ca cer. 
Only exceptionally there appears as large caseation as by primary t. er- 
culosis (HUEBSCHMANN). 

Further foci of tuberculosis cannot often be shown in the rema ing 
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< 5s of the body (LockHart-MumMERY, quoted by Woop, Hursscu- 
N, BARTELS, quoted by Esser, Lintuicum), and if such a focus is 
ited out, e. g. in the lungs, it is usually of little extension and relatively 


ign. 


Microscopically the intestine wall by the h. t. c. shows a very extensive 
iective tissue induration with shrivelling, principally in the sub- 
osa and the subserosa. There are isles of chronicatly inflammatory 
infiltrations in the connective tissue. The few tubercles are productive 
are surrounded by lymphocytes. More or less caseous parts may be 
erved, surrounded by epitheloids, giant cells etc. The muscle layers 
fairly free from changes. The epithelium cells of the mucosa are to 
large extent turned into goblet cells with strong secretion (HUEBSCH- 
vn). The tuberculous changes may be very inconspicuous beside un- 
ccifie, scarred granulations (SteGMUND). 

[he region glands are almost never quite free from tuberculosis. 
As a rule, there are typical productive tubercles. According to HuEBscH- 
MANN, SIEGMUND, CosSsMANN, WooLpaw and others, the h. t. c. is a chron- 
ic, isolated organ tuberculosis, belonging to Ranxr’s allergy stadium III 
(relative immunity). The following arguments are in favour of this 
opinion: 

By close examinations, one rather often finds unimportant scarred 
tuberculous changes or rests of primary complexes in the lungs. Or 
there are far back in the case history sure manifestations of tuberculosis. 

The regional lymphatic glands almost never show caseation or cal- 
cification. 

The mighty formation of connective tissue indicates a great resistance 
against the infection. This is not likely to exist by primary tuberculosis. 

Primary complexes in the intestine are considered to be more frequent 
in childhood than in adult life (Woop). Therefore, if the h. t. c. were a 
primary lesion, it would-show its highest frequency among children. 
As stated above, such is not the case. 

J. F. Erpmann thinks, however, that there is »strong suppo:t» for 
a primary infection, if the tuberculous lesion is of hyperplastic type 
and if no tuberculous focus is found in any other part of the body. CroHN 
& Y.Rnis seem to be of a similar opinion. They describe 4 cases of hyper- 
plas'ic intestinal tuberculosis, which is called primary. None of their 
4 coses showed caseation in the lymphatic glands, and the Roentgen 
pict re of the chest was negative. These authors seem to presume, that 
a ti verculous focus, whether healed or not, can be shown roentgeno- 
logi ally in a patient earlier infected with tuberculosis. 

he question about what type of tubercle bacilli causes most of the 
hyp rplastic intestinal tuberculosis shall not be more thoroughly dis- 
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cussed. With Brown & Sampson (page 127), GLATz and others, one) ay 
consider that the bacillus type is less important for the genesis of hi 
changes than the patient’s reaction against the infection. 

The mode of infection by the h. t. c. is considered to be via the b 
stream (HUEBSCHMANN, FLECKSEDER). However, lymphatic sprea 
from tubercolous mesenteric glands is supported by Crown & Yar 
Infection through the intestinal mucosa is counted less probable. 

The symptoms by the h. t. c. as a rule are of long duration, lo 
than those of the colon cancer. KUTTNER mentions a case wit! | 
anamnesis of 8 years. 

The most usual symptoms are stated to be colicky pains, los 
weight, nausea, borborhygmia, bad appetite. Certain patients have « iar- 
rhoea, others constipation and others again alternate between diarr’ioea 
and constipation. The clinical examination often shows a palpable tun.our 
in the abdomen, anaemia, a moderate or small increase of the tempera ‘ure 
and a raised sedimentation rate. Fistulas may be found. According to 
FLECKSEDER, spleen swelling is ani mportant symptom. Examinations of 
less value are the test for blood in the faeces (SAHLGREN, quoted by 
RorTHER (34)) and TRIBOULET’s albumen reaction in the faeces (Tis). 
The demonstration of tubercle bacilli in the faeces must be valued with 
great caution, especially if a lung tuberculosis coexists. On the other 
hand, a positive find of tubercle bacilli from possible fistulas will be 
valuable. 

Guided by the above-mentioned symptoms and examinations, the 
diagnosis of the h: t. c. often is difficult to prove. Also the Roentgen 
diagnosis offers great difficulties. As a rule, the »tumour is pointed 
out rather easily, but the diagnosis of »inflammatory tumour and the 
even more differentiated diagnosis of »hyperplastic tuberculosis» is just 
about impossible to ascertain. To differentiate between cancer and h. t. ¢. 
is the most current problem. Many differences in the Roentgen pictures 
have been pointed out, but are, in the actual case, often of little help, 
and the diagnosis is proved as »tumour». 

An inflammatory tumour is probable, when one finds signs of in- 
flammatory irritation in the adjacent parts of the colon. The diagnosis 
of tuberculosis grows suspicious when this colitis suggests tuberculosis 
(c. f. Tisett, Brown & Sampson and Roruer) or when tubercu'osis 
is found in other parts of the body (RorueEr). (The last sign is like'y to 
be of a very limited value.); when the tumour shows a gradual trans ion 
into normal intestine (HENNING & BAUMANN, KuTTNER, WEBER). [he 
value of the last-mentioned symptom is considerably reduced by the act 
that the cancer coli sometimes has pericolitic infiltrations with swe ‘ing 
around the tumour, whereby its boundary against the healthy inte ‘ine 
which is usually sharp gets indistinct; when an interruption of the nc ‘nal 
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fol ng of the mucosa is not observed in the stenosis (KNoTHE). If there 
arc ulcerations in an inflammatory »tumour» with stenosis of rather high 
de: ee, the diagnosis is very difficult; when a relatively long part of the 
int stine is affected (but observe cancer with pericolitic infiltrations). 
(T] _ stenosis is either of excentric or concentric type (ANSCHUTZ).) 

ancer in the colon is sometimes multiple. BRANDLEY mentions that 
of . 16 cancers in the large intestine, 8 were multiple (2.6 %), and among 
OL :on’s more than 150 cancers of the colon, 5 are multiple (about 3 %). 
On .ccount of that, multiple tumour formations in the colon first lead 
the thought to cancer. The inflammatory tumours are rarely multiple 
BER). 
he prognosis by the hyperplastic intestine tuberculosis is bad 
wit out therapy. The stenosis grows more and more intense, a state of 
sub leus develops, and the risk of ileus increases. 

he therapy is surgical: preferably resection in one seance (Hart- 
MANN, Rankin & Masor, GRANET, RotueEr). If this is impossible, an 
anastomosing operation is the second choice. The same opinion is given 
in »Die Chirurgiey by KirrscHNER-NORDMANN. 


The Case 
A woman, aged 26 years, without tuberculosis heredity. No cattle tuberculosis 
on the farm. In 1924, she had a serious poliomyelitis, with subsequent palsy in 


both legs and in the back. From 1925 to 1937, she was staying at Eugeniahemmet 
in Stockholm for treatment of the pareses and for training. In 1925, the sensitivity for 
tuberculine was uncertain. In March, 1934, she got a right-sided pleurisy. In 1935 and 
1936 tuberculous glands with fistulas on the neck. 

In 1941, the patient got pains in the abdomen, worst in the nights and after the 
meals. Serious vomiting, diarrhoea, loss of weight, some fever (subj.), weakness and 
tiredness were the most evident symptoms. The troubles increased slowly. 

In August, 1945, the patient was admitted to Centrallasarettet in Ostersund. She 
presented then a considerable right-convex scoliosis of the spine and had totally paretic 
legs. In the right fossa ilica a tender elliptical tumour, the size of a large orange, was 
palpated. Liver and spleen not palpable. 

hxamination of the gastric juice (according to Ewald): kongo neg. Total acidity 15. 
Badly digested. 

Faeces: test for occult blood neg. Mucus 0. Katalas +. Microscopy: sparse neutral 
fat and moderate iodofil substance. 

Sedimentation rate on different occasions: 52 mm, 38 mm, 49 mm. Non-protein 
blood nitrogen: 26 mg %. 

‘aemoglobin 69 %, erythrocyte count 4.5 millions, leucocyte count 12,200. 


Roentgen examination 
(lon: By barium enema there appeared in the right flexure such a considerable 


steno s, that the enema could not be made pass any further. A barium meal was given, 
and. clear state of subileus in the small intestine was observed with hyperperistalsis 
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Fig. 1. Fig. 2. 


of the distal ileum loop. The caecum was merged in a tumour (figure 1), and in the distal 
ascendens there was considerable stenosis. The proximal ascendens now got wholly 
filled up, and at a renewed barium enema, the distal stenosis appeared (figure 2). Diagnos- 
is: multiple tumours in the colon and a clear state of subileus. 

Chest: Normal picture. No calcifications to be seen. 


Operation (Losext): eocaecal resection + ileotransversostomia 


The Roentgen diagnosis is verified. 1 dm of the small intestine and the whole of 
the colon ascendens is resected. Both colon tumours are wellbordered without any more 
conspicuous inflammatory changes. No adherences in the abdomen and neither tumour- 
like nor inflammatory granulations on the peritoneum. Pelvis organs normal. In the 
mesentery numerous, soft glands, up to the size of a pea. No calcified glands are found. 
The small intestine normal. The specimen of the operation shows a tumourlike swe’ ling 
of the caecum, much alike a scirrhous cancer, with a central ulceration. The tumour 
higher up in the colon seems to be more circumscript, adenomalike, this too with a ven- 
tral ulceration. 

Postoperative course quite without complications. The patient was discharg: 
days after the operation. 


Microscopical examination of the specimen of the operation (Hutta ; 


The specimen of the operation shows in the colon ascendens a thickened, | 
wall and a pair of crater-formed ulcerations, one in the caecum and one more abo: 
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Mic oscopically, the ulcerations and the wall changes correspond to very marked, chronic 
anc acute, inflammatory changes, sometimes with an almost abscess-like collection of 
leu cytes. In the mucosa and above all in the submucosa, sparse tubercles with giant 
cel! are seen. In one place in the oral ulceration, there is a focus of foreign body granula- 
tio: with numerous giant cells. The lymphatic glands show great hyperplasia and several 
sm: |, fresh tubercles with small necroses. No signs of malignancy. 

2. A. D. The caeci et col. asc. + marked unspecific inflammatory changes. Tbe lgl. 
mee at. 


Discussion 


.n the case described, the following facts pointed to tbe already 
bef. re the operation: 


‘he case history. a) Tuberculine sensitivity. b) Pleurisy and tuber- 
culous neck glands about 10 years ago. c) The long duration of the ab- 
doniinal troubles, 4 years, during which time the troubles have slowly 
grown worse. 

To some extent, the age of the patient (26 years). 

On the radiograms, the boundary between the changed and the 
healthy intestine area is not sharply marked. 


the following signs were thought to contradict a diagnosis of tbe: 

No signs of irritation in the colon nearest the tumours. 

The multiplicity of the tumours, which led the thought to cancer. 

No tuberculous manifestations elsewhere in the body (Roentgen 
picture of the chest neg., no calcifications to be seen in the abdomen). 

The thick folds of the mucosa inside the stenoses showed considerable 
irregularity. 


The microscopic examination secured the diagnosis of tuberculosis. 


Main results 


Multiple, hyperplastic tuberculosis of the colon is rare, judging from 
available literature. 

The case described shows a multiple h. t. c., which is interpreted as 
an organ tuberculosis and is counted to RanKe’s allergy stadium III. 
(Compare with HuEBSCHMANN.) 

\erely the absence of other demonstrable tuberculosis manifesta- 
tion: does not entitle to the diagnosis of »primary tuberculosis». (Compare 
with J. F. ErpMann and Croun & YARNIS). 

‘ \e anamnesis may be decisive for the classification: primary or not. 

‘1e case stresses the wellknown difficulty in Roentgen diagnosis as 
rega is the difference between colon cancer and hyperplastic tubercu- 
losis (Scutnz-BaENsCH-FRIEDL). Not even the multiple appearance 
arge s in the favour of cancer. 
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SUMMARY 


Survey of the most important available literature about the hyperplastic tubercu! 
of the colon with special regard to its multiple appearance. Description of a cas 
multiple hyperplastic tuberculosis of the colon: a woman aged 26 years, with pleu 
and 2 deflagrations of tuberculous glands 10—1i years ago and slowly growing sy 
toms of intestinal stenosis during the last 4 years. Roentgen diagnosis: mul: 
tumours in the colon + subileus. Operation diagnosis: probably cancer. Microsc 
diagnosis: tuberculosis. In the case in question, the hyperplastic tuberculosis is t 
regarded as an isolated organ tuberculosis (RANKE’s allergy stadium ITI), in spit 
the fact that the Roentgen picture of the chest is negative and no calcifications . 
shown in the abdomen. 


ZUSAMMENFASSUNG 


Ubersicht der wichtigsten zuginglichen Literatur iiber die hyperplastische Tu\er- 
kulose des Kolon mit besonderer Beriicksichtigung eines multiplen Auftretens derse!| (en. 
Bericht iiber einen Fall von multipler hyperplastischer Tuberkulose des Kolon: line 
26jahrige Frau mit Pleuritis und zweimaliger Ausbrennung von tuberkulésen Driisen 
vor 10—11 Jahren und mit langsam zunehmenden Symptomen einer Darmstenose in 
den letzten 4 Jahren. Réntgendiagnose: Multiple Tumoren des Kolon + Subileus. 
Operationsdiagnose: Wahrscheinlich Cancer. Mikroskopische Diagnose: Tuberkulose. 
In dem hier vorliegenden Falle ist die hyperplastische Tuberkulose als eine isolicrte 
Organtuberkulose anzusehen (IIT. Stadium der Ranxe’schen Allergie), trotzdem dass 
das Réntgenbild des Brustkorbes negativ war, und in der Bauchhéhle keine Kalk- 
ablagerungen nachweisbar waren. 


RESUME 


Revue de la partie la plus importante de la littérature consacrée & la tuberculose 
hypertrophique du colon, en s’attachant spécialement 4 ses multiples aspects. Déscrip- 
tion d’un cas de tuberculose hypertrophique multiple du colon: II s’agissait d’une femme 
de 26 ans, qui avait eu une pleurisie et deux atteintes explosives de tuberculose des 
glandes lymphatiques 10 & 11 ans auparavant, et présenté les symptémes lentement 
progressifs d’une sténose intestinale au cours des 4 derniéres années. Diagnostic radio- 
logique: tumeurs multiples du colon, sub-obstruction. Diagnostic opératoire: probable- 
ment cancer. Diagnostic microscopique: tuberculose. Dans le cas en question |a tu- 
berculose hypertrophique doit étre considérée comme une tuberculose atteignant isolé- 
ment un organe (Allergie de Ranke, stade IIT), cela en dépit du fait que l'image radio- 
logique du thorax est négative et qu’il n’y a pas de calcifications visibles dans l’abdomen, 


LITERATURE 


. Anscnitirz, G.: Dtsch. Zeitschr. f. Chir. 243, 1934. 

. Branpiey, G. V.: South. med. Journ. 31, 1938. 

. Brown, L. and Sampson, H. L.: Intestinal tuberculosis. Lea and Febiger, 1} \ila- 
delphia, 1930. 

. Conratu, V.: Beitr. zur klin. Chir. 21, 1898. 

. Cossmann, W.: Beitr. zur Klin. d. Tuberkulose, 88, 1936. 

. Cronyn, B. B. and Yarnis, H.: New York state journ. of med. 40, 1940. 


234 
: 
7 
Bs 8. 
is 9. 
of 10 
p- 12. 
a le 13. 
ic 14. 
of 15. 
a re 16. 
17. 
18. 
a 19. 
20. 
1. 
23. 
24. 
26. 
27. 
28, 
29, 
30. 
31. 
32. 
34. 
7 36. 
37 
38. 
39. 
40, 
41. 
43. 
M4, 
a 4 
5 
6 


A CASE OF MULTIPLE, HYPERPLASTIC TUBERCULOSIS OF THE COLON 235 


_ Ersennarpt, E.: Uber Hiufigkeit und Vorkommen der Darmtuberkulose Diss. 
1890. Dortmund. 


_ Erpman, S8.: Ann. surg. 71, 1920. 
9. ErpMANN, J. F.: The Am. Journ. of Surg. n. s. 16, 1932. 
Gsser, A.: Beitr. zur Klin. d. Tuberkulose 64, 1936. 
_ FPLECKSEDER, R.: Wien. med. Wschr. 77, 1927. 
2. frank, R.: Wien. med. Wschr. 1892. 
tnatz, H.: Zeitschr. f. Tuberkulose 49, 1928. 
roLDFARB, 8. J. and Sussman, M. L.: The Am. Journ. of roentgenology and radium 
therapy 25, 1931. 
. #ranet, E.: The Am. Journ. of Digest. Diseases and nutr. IT, 4, 1935. 
5. HartTMANN, H.: The British med. Journ. I, 1907. 
—, The Lancet, Dec. 1906. 
. Hennine, N. and Baumann, W.: Bergmann und Staehelins Handbuch der inneren 
Medizin, 3, Ed. 3, Berlin, J. Springer, 1938. 
{forMEIsTER, F.: Beitr. zur klin. Chir. 17, 1896. 
20. HvepscuMann, P.: Pathologische Anatomie der Tuberkulose. Berlin, J. Springer 
1928. 
21. Hvat, E. and Scunitrier, K.: Nord. med. p. 1968, 1940. 
2. KirscHNER-NorRDMANN: Die Chirurgie, VI, 1941. Urban & Schwarzenberg. Berlin, 
Wien. 
23. KNotHE, W.: Die Dickdarmschleimhaut, ihre normale und pathologische Funktion 
im Réntgenbilde. Thieme, Leipzig, 1932. 
24. Kurrner, L.: Fehldiagnosen und Fehlbehandlung sowie deren Verhiitung auf dem 
Gebiete der Verdauungskrankheiten. G. Thieme, Leipzig, 1929. 


25. Kiirrner, H.: Dtsch. Zeitschr. f. Chir. 100, 1909. 

26. Koénic, F.: Dtsch. Zeitschr. f. Chir. 34, 1892. 

27. Linraicum, G. M.: The Am. Journ. of Surg. n. s. 16, 1932. 
28, LockHaRT-MuMMERY, quoted by Woop. 

29. MaxweE.Lu, J.: Tubercle, 17, 1935—1936. 


. Otsson, O.: Acta radiol. 1945. 

tanKIN, F. W. and Major, 8. G.: Surg., Gyn. and Obstetr. 55, 1932. 

2. Rorner, J.: Réntgenpraxis. 7, 1935. 

-, Zeitschr. f. Tuberkulose, 65, 1932. 

-, Erg. d. gesamt. Tuberkuloseforschung, VIII. Thieme, Leipzig, 1937. 

5. SAHLGREN, quoted by Roruer (34). 

}. Scutnz-BaEnscH-Friepi: Lehrbuch der Réntgendiagnostik. Thieme, Leipzig, 1939. 
. Steemunp, H.: Tuberkulose des Darmes. In Henxke-Lusarscu: Handbuch der 


speziellen pathologischen Anatomie und Histologie, IV, 3. Springer, Berlin, 
1929. 


. Svrrdrer: Zentralblatt f. Chir. 1913, p. 350, 

“uspotic, V.: Zentralblatt f. Chir. 1910, p. 946. 

‘reTzeE, A.: Erg. d. Chir. und Orthopid. 12, 1920. 

ISELL, F.: The diagnosis of intestinal tuberculosis as a complication of pulmonary 
tuberculosis. Sv. Likaresillskapets forh. 63, 1937. 

. Vesper, H. M.: The Am. Journ. of Roentgenology, 36, 1936. 

. Joop, F. G. and Wiixrinson, M. C.: The Lancet, 2, 1938. 

/ootpaw, 8S. E.: The Am. Rev. of tubercul. 2, 1938. 


7 
+ 
3 
J 
3 
3 
9 
3 
9 
38 
4 
4] 
: 
12 
43 
44 
= 
>» 


FROM THE ROENTGEN DEPARTMENT, THE COUNTY HOSPITAL, EKSJ6 


AN OESOPHAGO-BRONCHIAL ANASTOMOSIS 
EXISTING FORTY YEARS’ 
by 
Stig Berglund 


There are in general two forms of oesophago-bronchial anastomosis. 
In the first place, it may occur as a congenital abnormality with atresia 
of the oesophagus and a broad communication with the trachea, a bron- 
chus sometimes being involved. In the second place, an anastomosis 
of this kind may occur as a complication to disintegrating tumours 
originating either in the oesophagus or in the bronchi. A few cases are 
known where oesophago-bronchial fistulae were present without this 
genesis, originating, for instance, from an oesophageal diverticulum. In 
any case, the complaint is a very serious complication which usually 
causes a rapid deterioration in the patient’s general condition, with 
putrid bronchitis, pneumonia, or abscesses. In cases where the course 
is less stormy, the condition is generally associated with, among other 
symptoms, strong subjective discomfort, an irritative cough, and a sen- 
sation of pressure. When the deformity is congenital, death very soon 
ensues. There are, however, a few successful operations reported in the 
literature. 


The case to be described here presents features differing in many respects from 
those usually found. The patient, a 62-year-old fireman, had never been ill, as far he 
could recall. He looked healthy, was powerfully built, and weighed more than 100 kilos. 
He had had pains of the gall-stone type on one or two occasions, and because of ‘hese 
he was admitted to the hospital for observation. At a cholecystographic examin»tion 
the gall bladder was not visualized. No concrements were visible, and for safety’s »1ke, 
an examination of the stomach was also carried out. Immediately, a tortuous fir‘ula 
was clearly visualized starting from the inferior portion of the oesophagus, exter ‘ing 
backwards and towards the right, and apparently opening into a dorsal branch o the 
stem-bronchus or a terminal bronchus. A couple of streaks of radio-opaque ma’ “ial 
running in the direction of the bronchi caused a bronchial communication to be suspe ed. 


1 Submitted for publication, Jan. 18, 1947. 
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Fig. 1. Fig. 2. Fig. 3. 
The first views of the fistula, filled with barium sulphate. 


Fig. 4. 


Ante-oposterior view of the lungs and semilateral view of the right lung with the 
bronchi of the lower lobe filled with radio-opaque medium. 
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Fig. 6. Fig. 7. 


The bronchial passages have been filled through the fistula. 
Evacuation after coughing. 


The opening into the oesophagus was the width of a pencil, and the adjoining parts were 
absolutely soft, without. any signs of a tumour or a diverticulum. The opening into the 
bronchus was obviously much narrower and was not clearly distinguishable. 

In view of these findings I at once endeavoured to obtain information from the 
patient that might confirm the assumption of a fistula formation. The patient flatly 
denied, however, that he had, or had had, any of the symptoms suggested. He seldom 
coughed, he had never, as far as he knew, had a foreign body either in the oesophagus or 
in the bronchial passages, he had experienced no pains in his chest, and had never had 
signs of mediastinitis. He stated that, on the contrary, he felt extremely well, and that 
he had gained in weight during the past few months. I therefore continued the invest iga- 
tion, making a roentgen examination of the lungs, and a bronchographic examination 
of the inferior lobe of the right lung after the injection of iodipine 40 per cent. Nothing 
of interest was obtained. No process in the parenchyma could be detected, and the bronchi, 
apart from the fact that the mucous membrane appeared to be slightly frayed, were 
normal. Accumulations of the radio-opaque medium visible at a couple of spots dorsally 
in the inferior lobe, might well have been situated in the posterior part of the fis ula. 
There was, of course, no question of obtaining complete visualization of the fistula ith 
the- small amount of contrast medium used. 

As nothing to account for the fistula could be discovered either in the oesop! gus 
or in the bronchial tree, the only measure left, was to endeavour to obtain a proof hat 
the fistula really communicated with the bronchi. As the evacuation of the oesop) gus 
into the stomach took place normally, it was obvious that a rather large amow of 
liquid must fill the oesophagus before any appreciable fluid pressure would arise i: the 
fistula. I therefore made the patient take a glass of barium sulphate and then, as on 


238 
> 
7 foo 
neg 
dri 
he 
7 the 
it 
sid 
me 
ll tres 
fin 
Th 
feel 
bro 
wit 
‘ad 


OESOPHAGO-BRONCHIAL ANASTOMOSIS 239 


ssible afterwards, drink a large glass of water. The bronchi in the inferior lobe of 
ght lung as well as the stem-bronchus immediately filled. The patient felt no irrita- 
yut when I asked him to cough he emptied the stem-bronchus and the radio-opaque 
ial was seen lining the trachea and larynx. 


t was surprising that the patient should have been free the whole 
tim from all irritation. When I asked him whether he never felt as 
tho gh something had gone down the wrong way when he drank a large 
am int of fluid I at last obtained positive information regarding the 
pas history. When he was about twenty years of age he had suffered 
fro irritation of the throat every time he drank anything in liquid 
forn.. and this was especially troublesome when he drank spirits. Every 
tim he took a schnapps he thought it went down the right way, but 
afte: a few seconds he had a violent attack of coughing which lasted a 
goo. ten minutes. When he was at a party he never managed to get 
anything to eat at the beginning of the meal because he always had to 
stant apart from the others and cough in between each schnapps. It 
apparently never occurred to him to leave the spirits alone and eat the 
food instead. He seems to have regarded his trouble, both then and later, 
as a childish incapacity to drink a schnapps correctly. His obstinate 
neglect of the complaint finally brought its own reward, for after a few 
years, but possibly not until about the age of thirty, he was able to 
drink a schnapps without any discomfort. Only occasionally, since then, 
he has sometimes had to cough when he drinks a really cold drink, and 
then he recognizes what he has drunk in his sputum. He has never thought 
it necessary to seek medical advice for his complaint, nor has he con- 
sidered it necessary to alter his mode of living. 

The patient was discharged from the hospital without any special 
measures being taken. There was no absolute indication for surgical 
treatment of his bladder complaint and in view of the unusual side 
finding it was not thought advisable to operate on a relative indication. 
The patient was contacted-about six months later and was then still 
feeling perfectly well. 

The conclusion to be drawn from this case is that an oesophago- 
bronchial communication may exist for as long a period as forty years 
without any serious secondary changes in the lungs or bronchi. In all 
probability, in the present case, it was because the drainage had been 
good that the patient had survived. 


SUMMARY 


A account is given of a case of oesophago-bronchial fistula existing 40 years without 
any s lous symptoms. 
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ZUSAMMENFASSUNG 


Es wird iiber einen Fall von Oesophagus-Bronchusfistel berichtet, 40 Jahre ang 
ohne schwere Symptomen bestehend. 


RESUME 


Relation d’un cas d’une fistule oesophago-bronchiale existant 40 ans sans des s_mp- 
tomes sérieux. 
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FRO. THE RADIUMHEMMET (PHYSICIAN-IN-CHIEF: PROFESSOR E. BERVEN) AND THE INSTI- 
UTE OF RADIOPATHOLOGY (PHYSICIAN-IN-CHIEF: PROFESSOR 0. REUTERWALL). 


PAPILLARY CYSTADENOLYMPHOMA ! 
by 
Kari-Gunnar Tillinger, M.D. 


| apillary cystadenolymphoma, as it is now generally called, is a 
rather rare form of tumor found in the salivary glands and of highly 
characteristic histologic structure. The first to describe this tumor in 
any detail were ALBRECHT and ARzT in 1910. Since that time at least 55 
cases have been published. A number of different names have been applied 
to the tumor through the years, some of them referring to its genesis and 
others to its histologic structure. Examples of these names are: branchio- 
genous cystadenolymphoma, adenoma branchiogenes, branchiogenous 
adenoma of lymph nodes, epitheliolymphoid cyst, cylinder-cell branchio- 
genous adenoma and branchioma. However, since the genesis still re- 
mains unclear while the histology is entirely characteristic, the term 
papillary cystadenolymphoma has gradually become generally accepted. 
As implied by this name, the tumor is made up of two components, one 
eystadenopapillary epithelial and one lymphatic. 

Cystadenolymphoma has mainly been observed in the parotid region. 
In exceptional cases it has been observed in the submandibular area 
(ALBRECHT and ARZzT, two cases; SPITZNAGEL; WENDEL; BRACHETTO 
and }}RIAN), and there, as in the parotid region, it has been situated in 
or in immediate connection with the salivary gland tissue itself. A rela- 
tively common site for cystadenolymphoma is the posterior portions of 
the parotid gland behind or just above the ramus of the jaw next to the 
angle. The relation of the growth to the capsule of the salivary gland 
varie; usually the tumor is situated inside the capsule. 

P pillary cystadenolymphoma has not been observed in the sub- 
linge | gland. This circumstance is attributed by some workers to the 
fact hat there is no lymphatic tissue in the immediate neighbourhood 
of th s gland. Neither has the tumor been found in any other part of the 
orga? sm. 


ubmitted for publication, Jan. 18, 1947. 
—470088, Acta Radiologica. Vol. XXVIII. 
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Cystadenolymphoma has been seen principally in elderly pers: s, 
the average age of the patients being between 56 and 57 years. In ¢ ily 
two of the cases in the literature has the age of the patient been wr ler 
35 years. One of these was a child of only two and one half years (Sr¢ ir- 
Risak). Judging by the description of this case, however, the histolo; cal 
structure of the tumor was not characteristic of cystadenolymphc 1a. 
ALBRECHT and ARztT’s other patient was twelve years old. Although his 
case was not described in complete detail, the plates showed the pic ure 
typical of cystadenolymphoma. 

The great majority of the patients have been men, and one au hor 
has stated that the ratio between men and women is 6:1. Howe ver, 
the number of cases is still too small to permit any conclusion as to sex 
distribution. 

Cystadenolymphoma grows slowly, generally over a period of several 
years, and seldom causes the patient discomfort. It may become quite 
large, cases having been described in which it reached the size o! an 
orange, or even larger. Ulceration of the skin over the tumor has been 
mentioned in a few cases. 

Differentiation between cystadenolymphoma and other tumors in 
the same area, chiefly mixed tumors of the parotid gland and enlarged 
lymph nodes, is difficult if not impossible. The diagnosis is made by 
microscopic examination. 

As a rule the tumor grows continuously, although cases have been re- 
ported in which it first grew for a time and then remained unchanged for 
many years, or suddenly for no apparent reason began to grow again 
after having stood still for many years. Some workers believe that an 
increase in the rate of growth is connected with the secretory process in 
the cystic cavities of the tumor. The preoperative period, or the time 
elapsing between the discovery of the tumor and its removal, has generally 
lasted more than one year. The shortest period reported is two to tliree 
months (Case 8 in the present series forms an exception), the longest is 
30 years (CARMICHAEL, DAVIE and STEWART, case 4). 

All the cases in the literature have been operated upon without pre- 
vious irradiation, with the exeption of one of SkorPIL’s patients (N« 
The radium therapy in the latter case had no apparent effect. The do 
is not reported. 

The actual operation has not been attended by technical difficu ‘i 
in any of the cases. In general the tumor has exhibited a distinct ca) 
and has been easy to shell out. 

No postoperative irradiation was given in the cases I have been 
to find in the literature. Some of the patients were re-examined + 
time after the operation. Recurrences were noted in only two cases. 
one of Skorpit’s and one of CARMICHAEL, DAvie and Stewart's. 
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forr 2r case the recurrence developed two and one half years after the 
ope tion and in the latter three years afterward. The recurrence re- 
sem led the original tumor histologically in both cases. 

- o ease in which malignant degeneration of a cystadenolymphoma 
cou . be proved to have occurred has been published. In a few cases, 
how ver, it was claimed that this had taken place or was in process. For 
exa: ple, SsoBOLEW stated that the second of the cases he described 
sho. od signs of malignant degeneration. However, he did not have the 
opp ‘tunity of making a complete examination of the tumor. He secured 
thre parts of the tumor; in two of them the histologic examination re- 
yea! | the picture typical of cystadenolymphoma, but in the third it 
shoved epithelial cancer cells growing infiltratively in the musculature. 
Although a few scattered lymphocytes could be seen in the tissue in which 
the cancer grew, no true lymphoreticular tissue and no transitional stages 
between cancer cells and cystadenolymphoma cells could be detected. 
The patient died shortly after the operation from other causes. 

In their case STOHR and Risax found signs of rapid growth evidenced 
by numerous mitoses in certain parts of the tumor. In his textbook 
KaurMANN mentions a case which may have been malignant, but he 
gives no detailed histologic description. 


Histology 


Cystadenolymphoma has no typical macroscopic characteristics. The 
tumor is enveloped by a usually thin, fibrous capsule, in the super- 
ficial parts of which may be found salivary gland tissue. Thin septa 
of connective tissue extend from the capsule into the tumor tissue, giving 
the growth a somewhat lobular appearance. Sometimes the cysts are 
visible to the naked eye, and when the tumor is cut, there esci. pes a mucous, 
clear, or somewhat milky fluid. The cut surface itself is grayish red in 
color. 

On the other hand the microscopic aspect of cystadenolymphoma 
is highly characteristic, and the diagnosis is regarded as simple. As al- 
ready mentioned, the tissue is made up of two components, ane epi- 
thelia'!-adenomatous and cystopapillary and one lympho-reticular, struc- 
tural!y resembling a lymph node (Fig. 1). 

T! ¢ glandular tubules vary greatly in caliber in the individual tumors, 
as we | as from case to case. As a rule only small portions are solid, but 
speci’ ens are also seen in which the solid structure is predominant. 
Papil wry proliferations in the large, cystic glandular formations are 
frequ at. The epithelium is grouped around a fine stroma in which lymph 
folic! s are scattered in a characteristic manner in the ends of the pa- 
pillae giving the latter a club-like shape (Fig. 3). 
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The epithelium cells are generally in two layers. However, it is far 
from unusual for the outer layer to be lacking or for the epithelial « +1|s 
to be in multiple layers, and examples of squamous epithelial metap! sia 
occur. Goblet cells may be seen either singly or in small groups here _ nd 
there in the epithelium. 

The cells facing the lumen are cylindrical, whether the epitheliu , js 
one, two or multiple-layered. In the larger, dilated glands, how: 
the cells are sometimes lower, being pressed almost flat. The epith |i 
cells under the surface layer are mote irregular, mainly polyhedrs 
shape, and are smaller than the cylindrical cells. 

The cylindrical epithelium shows distinct cellular outlines. [he 
nuclei are fairly rich in chromatin and are situated in the parts oi the 
cells facing the lumen. Occasional mitoses are seen. The cytoplas: is 
granular and shows the distinctly acidophilic granules characteristic: of 
the growth. The epithelium is not ciliated although a layer of thick mucus 
may give the impression of cilia. There are narrow canals filled with 
secretion between the cells (Fig. 4). 

The epithelial cells of the basal layer have the same internal structure 
as the cylindrical cells and only differ from the latter in size and shape. 

Directly under the epithelium there is a thin basal membrane. The 
stroma is finely reticular. In it are scattered a large number of lympho- 
cytes, plasma cells and eosinophils. As a rule there are numerous lymph 
follicles with germinal centers which are sometimes quite large. |low- 
ever, some parts of the stroma are fibrous and poor in round cells. 

As appears from the foregoing, there is a strong resemblance between 
the lympho-reticular component of the cystadenolymphoma and a lymph 
node. However, sinus formations have never been definitely observed in 
cystadenolymphoma. 


Histogenesis 


Numerous theories have been advanced as to the origin of cystaceno- 
lymphoma, as evidenced, for example, by the many names that /iave 
been giyen to this tumor. No irrefutable histogenetic proof has hit/erto 
been presented. ALBRECHT and Arz? attributed the condition to the 
appearance of heterotopic salivary gland tissue in a lymph node, clairiing 
that it was epithelial salivary gland tissue that grew along the sins of 
the lymph node and compressed the lymphatic tissue. At that tin e it 
had long been known that lymph nodes were present in or in the imme ate 
vicinity of the parotid gland and the submaxillary gland and that i: °m- 
bryos as in adults, although more seldom in the latter, small islan ; of 
salivary gland tissue had occasionally been observed in these pn les. 
It was from one of these lymph nodes containing salivary gland i sue 
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Fig. 1. General view of a specimen from Case No. 6. The epithelial 
component dominates the picture. x 5. 


Fig. 2. Case 5. Here the lympho-reticular component is predominant 
in the largest parts. x T. 
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Fig. 3. Case 5. High power photomicrograph of papillae. Note the clubbed 
shape and the arrangement of the epithelium. x 75. 


Fig. 4. Case 6. »Typical» arrangement of the epithelium. Granular, acido- 
philic cytoplasma. x 1050. 
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Fig. 5. Group of glandular tubes with cells changed into so-called onkocytes. 
Case of adenoma in a salivary gland visible in the upper left part of the 
picture. (B. 1069/43) x 100. 


that ALBRECHT and Arzt believed that cystadenolymphoma developed. 
If this theory were correct only the epithelial component plays a part 
in the formation of the tumor, the lympho-reticular component being 
entirely passive. This is in no way borne out by the histologic picture 
which shows a clear relation between epithelial and lymphoid tissue. 
The latter tissue shows no signs whatever of pressure atrophy, which it 
might be expected to do if ALBRECHT and ARzt’s solution was the cor- 
rect one. The theory has nevertheless been adopted by several workers. 

SSOBOLEW was the first to reach the conclusion that it was a matter 
of a tumor formation involving both components, 7. e. epithelial as well 
as mesenchymal. He considered that the epithelium arose in the branchio- 
gen passages, which have a certain affinity for lymphatic or lymphoid 
tissue. For example a line of lympho-reticular tissue can often be ob- 
served outside the epithelial covering of a so-called collateral cervical cyst. 

\ecording to WartTHIN the epithelium in these tumors originates 
fro: the epithelium in the eustachian tube. Kraisst and Stout, who 
des ibed one case, considered that cystadenolymphoma had a certain 
con ection with the orbital glands and arose from a tissue element de- 
tac od during embryonic development. 
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Several workers (EHRLICHER et al.) claimed that the epithelium ai \s 
from the epithelium of the efferent ducts of the salivary glands. ‘ jis 
theory had a particularly firm supporter in HAMPERL, who showed ¢ at 
this epithelium was able to change its character in elderly persons, he 
cells increasing in size and coming to resemble closely the cylind: :aj 
epithelium in cystadenolymphoma. These changed cells, which are ge »r- 
ally collected in small groups, HAMPERL called onkocytes (derived f >m 
a Greek word meaning to increase in size). Later HAMPERL demonstr: ed 
similar cells in several other organs, including the pancreas, the pi: »al 
body, the hypophysis and the thyroid. As far as can be judged from he 
illustrations, the onkocytes are similar to the epithelial cells in © st- 
adenolymphoma, which caused JAFFE to call this tumor »onkocyto: ia» 
(Fig. 5). 


Case Reports 


No. 1. (Record No. 8313/37, Specimen R. 8710). 


A 47-year-old man had for two or three years noticed beneath the left ear a lump 
which slowly increased in size. There were no other symptoms. A walnut-sized, fairly 
soft, smooth growth was palpated in the left parotid region. The growth was not attached 
to the skin and was somewhat movable over the underlying tissues. It was not tender. No 
enlarged lymph nodes could be palpated in the corresponding lymph-node regions. The 
throat showed nothing of note. 

On operation, which was not preceded by radiation therapy, a walnut-sized tumor 
was found in the posterior section of the parotid gland. It had a capsule, and its interior 
consisted of a somewhat mushy mass reminiscent of degenerating glandular tissue. This 
material was scraped out and the capsule was extirpated. 

Two weeks after the operation the patient was given teleradium treatment (during 
6 days together 33 gram hours or 4,950 radium-r on one field). 

Follow-up examination seven years after the operation revealed no signs of recurrence 
or metastasis. 


No. 2. (Record No. 10561/39, Specimen B. 2126/39). 


A 77-year-old man had for a short time noticed in the left parotid region next to the 
angle of the jaw a tumor which slowly increased in size. 

On operation, which was not preceded by radiation treatment, an almost egg-sized 
tumor containing abundant blood was found deep in the parenchyma of the parotid 
gland. The entire growth was dissected out. Radium (two 50-mg tubes with a filter of 
3 mm AI for six hours) was placed in the wound cavity immediately after the opera‘ ion. 

The patient died of encephalomalacia eight months after the operation. No ‘ata 
were available as to the result of the operation. 


No. 3. (Record No. 6311/33, Specimen B. 1291/33). 


A 45-year-old man had for two years noticed in the left cheek a tumor, which had en 
growing increasingly rapidly for the last few months before admission. There wa in- 
significant stinging pain locally. At the left angle of the jaw we found a rounded t »0r 
5.5 X 6 cm in size. The tumor was firmly elastic in consistency and slightly mo’ ble 
over the underlying tissue. The skin covering it was somewhat inflamed, but mov le. 
On an earlier occasion at another hospital the tumor had been punctured and a ce: ple 
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of a bic centimeters of yellow-green, pus-like fluid aspirated, after which a rubber 
dra had been inserted. 
‘en days after the puncture, preoperative teleradium treatment was given on the 
sis of »suspected malignant mucous and salivary gland tumor. The treatment 
mntinued for one week (three fields were given 12, 15 and 18 gram hours or 1,800 
and 2,700 radium-r respectively). The tumor had decreased somewhat in size after 
eatment. 
peration was performed six weeks later. The tumor was encapsulated and clearly 
cated. It was the size of a pigeon’s egg. The inferior pole lay immediately below the 
if the jaw. The capsule was about two millimeters thick and firm. The tumor tissue 
rmly elastic. 
vdium (three 50-mg tubes with a filter of 3 mm Al for six hours) was placed in the 
cavity immediately after the operation. 
o signs of recurrence or metastasis could be observed ten years after the operation. 


fo. 4. (Record No. 8161/39, Specimen B. 1509/39). 


53-year-old man had for six weeks noticed a slowly growing lump beneath the left 
ear. | or one week of this period the patient had had a sore throat, mainly on the left side, 
but ‘1c nasal passages had not been blocked and he had not been hoarse or suffered from 
swallowing difficulties. A hard, well delimited, non-tender, movable lump the size of half 
a Bra «il nut was found over and behind the ramus of the jaw. There were no metastases. 
Examination of the nose, throat and larynx revealed nothing of note. 
reoperative teleradium treatment was given on four days in succession (one field, 
21 gram hours, corresponding to 3,150 radium-r). Operation was done four weeks after 
the conclusion of the teleradium treatment but no information was available as to the 
operative findings. Radium (two 50-mg tubes with 3 mm 41 filter for six hours) was 
placed in the wound cavity after the operation. 
No signs of recurrence or metastasis could be observed five vears after the operation. 


No. 5. (Record No. 4663/41, Preparation B. 726/41). 


A 54-year-old man had for more than one year noticed a slowly growing tumor. He 
had no other symptoms. A rounded, fairly soft elastic lump measuring 3 x 2 cm was 
found in the parotid region at a level with and in front of the lobe of the ear. It was 
somewhat movable over the underlying tissue and easily movable under the skin. There 
was mild edema in the surrounding tissue. No lymph nodes were palpable in the region. 

Teleradium treatment was given before the operation (one field w'th 18 gram hours 
for 4 days, corresponding to 2,700 radium-r). After the treatment the tumor swelled some- 
what until it measured 4 x 3 cm. Operatior four weeks after the conclusion of the tele- 
radium: treatment revealed the tumor under a three- to four-millimeter thick layer of 
parotid parenchyma. It was clearly outlined and had a thin capsule, which burst at opera- 
tion, whereupon partly thin, partly gelatinous and pus-like material escaped. The tumor 
tissue was removed first, and the capsule was then extirpated. In the wound cavity three 
radium:-tubes during three hours, each tube with 50 mg radium. 

N. signs of recurrence or metastasis could be observed three years after the operation. 


6. (Dr Lindvall, Boden, Specimen R. 7945/37). 

3-year-old man had noticed a slowly growing tumor in one angle of the jaw for 

three years. He had no other symptoms. An approximately grape-sized freely 

mass was found bebind the angle of the jaw in the subcutis. There were no en- 

ymph nodes in the region. 

‘ration was done, followed by roentgen treatment, but no details are available. 
A er-examination six years later revealed no signs of recurrence or metastasis. 
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No. 7. (Record No. 8899/44. Specimen Rt. 6090). 
A 59-year-old man had for several months noticed a swelling in one parotid r sion 
(the face was fat). He had no other symptoms. 

Operation, which was not preceded by radium therapy, revealed a cherry ized 
tumor situated within the capsule of the parotid gland. It was easily dissected o . It 
was partly cystic and partly mushy and was gray-red in color. 

Postoperative teleradium treatment was given (one field with 31 gram for 5 ays, 
corresponding to 4,723 radium-r). 

No signs of recurrence or metastasis could be observed six months after the oper ion. 


No. 8. (Specimen B. 2163/40). 

A 68-year-old man had noticed a slowly growing tumor on the left cheek »clow 
the ear for three or four weeks. 

Operation revealed a fingertip-sized tumor, mainly situated within the parencnyma 
of the parotid. The growth was movable under the skin and had a thin capsule. |: was 
easy to remove, but the capsule burst and thin fluid resembling pus escaped. 

No information concerning postoperative roentgen treatment, which was sug, ested 
by the pathologist, or of the further course is available. 


No. 9. (Record No. 10313/45, Specimen B. 1006/45). 


A 43-year-old man had noticed a slowly growing tumor on the right cheek for one 
year. There were no other symptoms. A tumor about 15 mm in diameter was found 
next to the angle of the jaw. The growth was extirpated without preoperative ir- 
radiation. Examination on admission to the Radiumhemmet revealed mild post-operative 
infiltration in the region of the wound, but no metastasis. Teleradium treatment was in- 
stituted scarcely two weeks after the operation. A dose of 5,060 radium-r (37.5 gram hours 
for 5 days) was given to the operative area and of 3,036 radium-r (22.5 gram hours) to 
two fields covering the cervical regions. 


Histologically the nine cases conform on the whole with the picture 
described above. The interval between the preoperative irradiation and 
the operation in Cases 3, 4 and 5 greatly exceeded that reported by 
HEINEKE in his well-known investigations on the changes in the tissue 
of the lymph nodes following irradiation (1904). According to these stud- 
ies grave degenerative changes can be observed in the lymphocytes after 
only two and a half to three hours have passed, and the cellular and 
nuclear remains have been carried off by phagocytes after 24 to 36 hours. 
Regeneration sets in when four to six days have passed and the ch» nges 
are entirely repaired within 5 to 15 days. Here, therefore, no ce'\ular 
or nuclear changes can be expected and the only, not very marked, 
histologic difference between the cases given preoperative irrad). ‘ion 
and the untreated cases is that the epithelial component is gencvally 
proportionately greater in the former than in the latter which in: ‘ead 
exhibit a mild to moderate fibrosis of the stroma. 


In no cases could signs of malignant degeneration be observed The 
epithelium showed no atypia, the number of mitoses was not espe ally 
large and no signs of infiltrative, destructive growth could be se 1. 
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Treatment 


[hree of the cases (Nos. 3, 4 and 5) were treated from the outset at 
th Radiumhemmet. The treatment was administered according to the 
p: ciples set forth in AHLBom’s study on the mucous- and salivary-gland 
tu ors since these cases were diagnosed as such. Preoperative tele- 
ra um was given to three fields (12, 15 and 18 gram hours or 1,800, 
2. 0 and 2,700 radium-r resp.) in case 3, and to only one field in case 4 
apn 5 (21 and 18 gram hours or 3,150 and 2,700 radium-r respectively). 
Ai east four weeks were allowed to elapse before the operation was per- 
for aed. 

Postoperative irradiation was given (the histologic diagnosis was not 
ye certain) in the form of radium tubes in the wound cavity (No. 3 with 
90. no. 4 with 600 and no. 5 with 450 milligram hours resp.) Brachy- 
rac.um was also given in case 2 (600 milligram hours). In cases 1, 7 and 
9 which like case 2 were not seen at the Radiumhemmet until after the 
operation the area of the wound was treated with teleradium (33, 31 and 
37.5 gram hours or 4,950, 4,723 and 5,060 radium-r respectively). In case 
9 also the lymphnode area was treated with teleradium (22.5 gram hours 
or 3,036 radium-r). 

Postoperative roentgen therapy was administered in Case 6, but not 
at the Radiwmhemmet, and the doses were not reported. It is not known 
whether Case 8 was given postoperative irradiation. 


In none of the cases could any signs of recurrence or metastasis be 
detected. The longest period of observation is ten years, the shortest 
six months after the investigation was completed (no data are available 
for Cases 2 and 8). Case 9 was included in May 1945. 


SUMMARY 


The author gives a description of the papillary cystadenolymphoma, a rather rare 
but histologically highly characteristic tumor of the salivary glands. More than 50 cases 
have been published. Cystadenolymphoma has mainly been observed in the parotid area, 
only ‘ive in the submandibular region and none in the sublingual. The average age of the 
patients has been between 50 and 60 years and most of them have been men. The tumor 
grows slowly and has a distinct capsule. Two cases of recurrence but none of proved 
malirnant degeneration. The treatment has been operation eventually combined with 
irra’ ation. The microscopic aspect of the tumor is characteristic and shows tumor 
form tions in the epithelium as well as in the mesenchyma. 

ine new cases treated or examined at the Radiumhemmet are described. 


ZUSAMMENFASSUNG 


rf, gibt eine Beschreibung des papilliren Zystadenolymphoms, eines recht seltenen 
istologisch iiberaus charakteristischen Tumors der Speicheldriisen. Es sind mehr 
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als 50 Fille veréffentlicht worden. Das Zystadenolymphom ist zumeist in der Par js. 
gegend beobachtet worden, nur fiinf Fille in der Submandibularregion und keine 
sublingualen Gebiet. Das Durchschnittsalter der Kranken lag zwischen 50 und 60 Ja! 
und die Mehrzahl waren Manner. Der Tumor zeigt langsames Wachstum und hat 
deutliche Kapsel. Zwei Fille von Rezidiv, aber keiner von bewiesener maligner Dege 
tion. Die Behandlung bestand in Operation, evtl. mit Bestrahlung kombiniert. Da 
kroskopische Bild des Tumors ist charakteristisch und zeigt Tumorbau sowoh! 
Epithels als auch des Mesenchyms. 

Neun neue, im Radiumhemmet behandelte oder untersuchte Fille werde: 
schrieben. 


RESUME 


L’auteur s’attache 4 la description du cystadénolymphome papillaire, comm 
l’appelle, tumeur de la glande salivaire relativement rare mais trés caractéristiqu au 
point de vue histologique, et dont on a décrit plus de cinquante cas jusqu’ici. Presque ous 
les cystadénolymphomes ont été rencontrés dans la région de la parotide, quelque:-uns 
seulement dans celle de la glande sous-maxillaire, et aucun dans le voisinage de la + ous- 
linguale. La grande majorité furent trouvés chez des hommes, dont l’Age moyen éta'! de 
cinquante 4 soixante ans. La tumeur croit lentement et est bien délimitée. On a vu «uel- 
ques cas de récidive, mais point de dégénérescence maligne certaine. Le traitement a 
consisté en extirpation, éventuellement combinée avec l’actinothérapie. L’image micros- 
copique est trés caractéristique, avec prolifération de type néoplasique aussi bien de 
lépithélium que du tissu lymphatique. 

En terminant l’auteur décrit neuf nouveaux cas qui ont été examinés ou traitis au 
Radiumhemmet. 
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FROM THE ST. ELISABETH-ZIEKENHUIS, TILBURG, HOLLAND 


ON TIBIA RECURVATA' 
by 
Dr. H. B. Goettsch, radiologist, and M. de Grood, surgeon 


Our interest was raised by the article by Karen Lisscuirz in ‘he 
Acta Radiologica No. 155, as we were in a position to observe three c: ses 
of tibia recurvata in our hospital in the short period of four years. ‘The 
most remarkable feature was, that the course of the deformation was 
almost symptomless, the same as in the case Lipscuirz describes. 


Here follows the history of our three patients: 


1. Jan. K., man, 16 years. A year ago he noticed that his left leg, just below his knee, 
was getting curved. He had no complaints whatsoever and did well his job as a factory- 
hand. When he visited our clinic, he complained of a pain in the fossa poplitea when 
standing for a considerable time. There was no history of any illness or trauma during 
his youth. 

General examination was negative. The Kahn- Meinicke- Wassermann- and Pirquet- 
reactions were negative. BS 4 mM. 

There was a marked recurvation of the left tibia just below the knee. No thickening 
of the leg; the knee joint itself is quite normal, no hydrops genus. When fully stretched, 
there is no loosening in the knee-ligaments. 

Anterior roentgen views show the articular surface apparently obliterated; in the 
lateral view (fig. 1 a) one sees the interspace preserved, but the upper part of the tibia is 
placed proximo-anteriorly. Instead of the normal tuberosity there is a definite pit at the 
place, where the patellar tendon is inserted. Here some thickening of the bone is seen. 

As the boy asked for treatment we performed an osteotomy just below the upper 
tibial surface. The fragments were redressed, so that the upper plane of the ‘istal 
osteotomy fragment was lying against the posterior side of the upper tibial fragment. 
The space on the frontal side was now filled with fragments of os purum. Recon, ales- 
cence was undisturbed and after three months the boy was able to resume bis job ‘» the 
factory (fig. 1b). 

2. Peter S., man, 15 years, scholar. Some days ago his mother saw, that his rig’ ¢ leg 
was curved. The boy played as any normal schoolboy does; he could run and play 0ot- 
ball with bis comrades. There was no complaint of a pain even after strenuous spo ‘s. 

In the roentgen picture (fig. 2) we saw just the same deformation as in th case 
mentioned above. As the boy did feel well, the family refused any therapy. 

3. Harry S., man, 27 years, farmer. He has a long story of osteomyelitis «the 
distal femoral diaphysis with symptomatic hydrops of the knee-joint. At the age o } he 


1 Submitted for publication, Jan. 22, 1947. 
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TIBIA RECURVATA 


Fig. 1 a. Fig. 1 b. 


Fig. 1 a. Lateral view left knee pat. J. K. Definite sloping of tibial articular surface. 


Note the marked density of the region of the apophysis. 


Fig. 1 b. Correction after operation. Note the opacity caused by the os purum implant. 


came to our clinic with many fistulas around his knee and an abscess in the popliteal space. 
As the surgeon in attendance suspected a complicating osteomyelitis of the upper half 
of the tibia, trepanation of the marrow-hole at the lateral side was done. During opera- 


tion the 


epiphyseal disc was damaged, but reconvalescence, after sequestrectomy of the 


lower part of the femur, was very rapid. No deformation of his leg during his growing- 
y rap tion 0 g g his growing 
period was seen, until now, 16 years after the operation, his comrades saw, that he had 
got a curved leg. No history of further trauma. He was suffering from a light degree of 
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mellitus. 


the roentgen picture (fig. 3) we again find the same features. Only in the upper 
the tibia there are irregularities in the structure of the bone with formation of 
robably due to his past osteomyelitis. 

there were no complaints, therapy was refused. 


think that our cases 1 and 2 may be classified under the group 
socalled idiopathic tibia recurvata, the cause of which is until 
ily a supposition. One thing is very clear in our roentgen films: 
hree cases there is a zone of intense density at the most distal 
f the apophysis tibiae. In normal growing persons there is a def- 
jiphyseal dise at this point. Possibly a too early ossification is a 
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H. B. GOETTSCH AND M. DE GROOD 


Fig. 2 a. Fig. 2 b. Fig. 3 a. Fig. 3 b. 


Fig. 2. Lateral view both knees. Marked recurvation right knee. 
Fig. 3. Lateral and anterior view left knee. Marked recurvation. Note the hole forma- 
tion in upper tibial epiphysis, probably following old osteomyelitis. 


factor in the origin of this kind of genu recurvatum. But the real cause 
of this too early. ossification we are not able to fix. 

The third case perhaps belongs to the group, which PELTESOHN de- 
scribes as caused by a traumatic lesion of the anterior upper tibial epi- 
physis, but the great interval between operation and recognition o! the 
deformity is rather uncommon. 


SUMMARY 


Authors describe three cases of so called tibia recurvata idiopathica. The sym tom- 
less course of this illness was — as in the case of Liitpscuirz — a striking feature. 


ZUSAMMENFASSUNG 


Beschreibung von drei Fiillen von Tibia recurvata idiopathica. Auffallend * der 
symptomloser Verlauf dieser Krankheit. 


RESUME 


Description de trois cas de tibia recurvata idiopathica. L’absence de symptér s est 


curieuse. 
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pRO). THE ROENTGEN DEPARTMENT OF THE DISTRICT HOSPITAL, KARLSKRONA, SWEDEN 
(HEAD: I. HERMODSSON, M. D.) 


N THE PROBLEM OF TRAUMA AND ASEPTIC 
OSTEONECROSIS' 
by 


Ivan Hermodsson 


Aseptic osteonecrosis is one of the most interesting but at the same 
time one of the most obscure chapters within skeletal pathology. There 
are several reasons why it still contains so many unsolved problems; 
among the most important are probably the absence of typical symptoms 
in the earliest stages (often complete lack of symptoms) and insufficiently 
extensive patho-anatomical examinations (the disease does not warrant 
extensive resection, nor does it end fatally). 

The dominating diagnostic adjuvant consists in roentgen examina- 
tion, but this method of investigation does not yield all desirable data 
on the cases concerned. AXHAUSEN has thus pointed out that, in some 
cases, no Other method of investigation (not even a macroscopic anatomic 
examination) than the histological one may demonstrate the presence of 
osteonecrosis. 

In spite of all the efforts lately devoted to solving the question of the 
etiology of the various types of aseptic osteonecrosis, no common agree- 
ment has been reached. 

From a practical point of view the most important aspect of the 
question is whether, and if so, to what extent a trauma may give rise to 
the development of an aseptic osteonecrosis (henceforth abbreviated to 
a. 0.) as this has a bearing on for instance insurance questions. 


In my opinion the most important problems with respect to the 
réle » ayed by the trauma are: 


1 Is it possible that a trauma 


a) may alone cause an a. 0., or 
b) must there in addition be a praedisposing factor of some kind? 


ibmitted for publication, Dec. 30, 1946. 
lt —470088. Acta Radiologica. Vol. XXVIII. 
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II. If a trauma secondarily gives rise to an a. o0., is in that cas: the 
primary consequence of the trauma 


a) a fracture, or 
b) a vascular disturbance of some kind, or, finally, 
c) a fracture and a vascular disturbance? 


Ad I. The presence of a trauma in a certain case does not exclud the 
possibility that an a. o., developing in connection with it, for its « vyel- 
opment also requires the presence of a praedisposing factor. That s: -h a 
factor cannot be detected in the individual case does unfortunate! not 
mean very much in this connection in view of our as yet very impx ‘fect 
knowledge in this field. We do still not even know whether a po: ‘ibly 
present praedisposing factor is localised to the bone nucleus itse|. (cf. 
LEHMANN and RipsBine on osteochondritis dissecans) or to the \aso- 
motor nerves of the autonomic nervous system (SCHAEFER). 


Ad IT. Tt seems to be a proved fact that a. o. is to its nature an isc/wem- 
te necrosis. The réle of the trauma must consequently consist in creating 
an ischaemia in (the whole, or part of) the epiphyseal nucleus. Such an 
ischaemia may presumably occur not only by means of a simple rupture 
of nutrient vessels, but also through vascular disturbances of other kinds, 
e. g. thrombosis or vascular spasms which may greatly disturb the circula- 
tion of the blood in the engaged area. It is theoretically possible that the 
vascular disturbance may be localised to the venous side, which would 
result in deteriorated nutrition in spite of excess of blood in the area. 
Our knowledge of these things is as yet rather limited, however. 

In the individual case it is generally difficult to decide on the presence, 
type, and degree of a vascular disturbance. Angiographic examinations 
would here certainly be of value, although they would probably be diffi- 
cult to bring about in praxis. In later stages calcifications and bone forma- 
tion may appear in surrounding soft parts, thus indicating the presence 
of vascular lesions with haemorrhages. 

It has also been suggested that ischaemia may develop on the basis 
of a fracture. So did for instance F. STAHL (at the »Medicinsk Riksstiinma» 
in Stockholm in 1945) show several good roentgenograms of apparently 
primary fractures of the semilunar bone in cases of subsequently «'evel- 
oping Kienbéck’s disease. 

A trauma may of course give rise both to a fracture and to a va» vular 
disturbance of the type outlined above. At the present stage of | .0w- 

‘ledge it is then impossible to decide in detail, in the individual case how 
the ischaemia, leading to a subsequent a. 0., has developed. For t’ > in- 
vestigator who finds a primary fracture, it is natural to ascribe ost 
importance to the fracture. 
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1e cases of a. o. where a primary fracture is found are, however, very 
few. t is theoretically possible that certain cases of a. 0. are, to a greater 
or « ialler extent, due to a primary fracture, while other types of a. o. 
may e caused by an ischaemia on the basis of a vascular disturbance. 
Hen » it is probable that for instance Kienbéck’s disease is more often 
due ») a primary fracture than other types of a. o. 

( x knowledge in this field is as yet very incomplete, however. The 
liter. ure unfortunately contains only a small number of cases which have 
beer subjected to careful roentgen examinations in direct connection to 
the auma that later on has been assumed to be the cause of the sub- 
sequ it a. 0., as is very understandable. I consider it nevertheless neces- 
sary hat so large and reliable materials of similar cases as possible must 
be c lected in order to enable us to arrive at more definite conclusions 
as 1 zards this difficult and complicated chapter within skeletal path- 
ology. especially with respect to the presence of a primary fracture. 

I shall therefore describe some similar cases — of great principal 
inter st — that I have been in the opportunity of examining roent- 
genologically both directly after a trauma, and repeatedly during the 
subsequently developing of a. o. 

As far as I know, no similar cases are as yet described in the literature. 


Case No.1: A. 0. in capitellum +a. 0. in the head of the radius in the right elbow 
in connection with a trauma to the elbow. 

Chr. 8., born in 1931, school boy. (Record No. Cub. f. 179.) Hereditarily nothing of 
interest. — Previously sound. Good at sports and gymnastics. 

On 14. 2. 44 the patient fell during gymnastics, and broke his fall with the right arm. 
This resulted in pains in the right elbow. Condition: Swelling and tenderress over the 
region of the radial head. Slight limitation of movements in the elbow. — Clinical 
diagnosis: Fractura capit. rad. dx.? 

Roentgen examination 15. 2. 44 (Karlskrona Hospital). (See Figs. 1 and 2.) 

A very thin cortical fragment, a couple of cm in length is chipped off from the radial 
surface of the ulna, in the region of the head of the radius. A so-called compact island is 
observed in the posterior part of the humeral capitellum. For the rest nothing of interest. 

A slight limitation of movement remained, but the rest of the symptoms disappeared 
rapidly. No pains. Took part in gymnastics at school. 

At the end of October 1944 pains set in in the elbow together with diff iculty of moving 
the joint. The patient came to the Outpatients Dept. on October 10th, 1944. State: »Exu- 
dation in the joint. Mobility 120°—70°, then pains on further movements. Pains at pro- 
supinat'on, No obvious change of the capsule. Tenderness over radial part of the joint.» 

Re ntgen examination 28. 10. 1944 (see Figs. 3, 4 and 5): 

Th capitellum now presents irregular outlines, flattening of the distal contour, 
where _ large defect is found. At the radial surface there is a fragment deriving from 
the thi area in the radial part of the nucleus of bone. The epiphyseal nucleus in the 
head 0; he radius shows fragmentation; a couple of fragments are observed at the 
anterio surface where the epiphysis is considerably lower and presents large defects. A 
periost’ | bone formation, not quite reaching up to the epihyseal line, is found at the 
anterio adial surface of the neck of the radius, — In front of the distal part of the humeral 
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shaft there is a 15 cm long dense formation in the soft parts, probably a bone for tion 
in a haematoma. — Left elbow: No pathological findings. — Same degree of develo jen; 
and calcium content in both joints. 

A fixation bandage was applied, and the patient was told to return later to the S'_gical 
Dept. for a possible operation. Admitted to that Dept. on October 30th, 1944. sare: 
»No swelling. Head of radius found to be deformed on palpation, projecting lai ally. 
tender. Mobility 135°—60°. Pro-supination 20° in all; this gives rise to pain and ¢ _ pita. 
tion.» Owing to the roentgen findings no operation was performed. ' 

Roentgen examination 1. 12. 44. 

Humeral capitellum: The fragment at the lateral surface is now more distinct <arge 
defects in the nucleus of bone radially and distally. The structure is blurred w. hin a 
broad marginal zone inside the defects. 

Head of radius: The major part of the nucleus has decreased in height, the ¢ ‘cium 
content seems to have increased, the structure has deteriorated. 

Roentgen examination 11.5. 45 (See Fig. 6): 

Humeral capitellum: The contours have grown more smooth, the distal defect is not 
so marked. — Head of radius: The nucleus has grown, its height has increased, esp cially 
radially. Structure considerably clearer. ; 

Roentgen examination 13. 10.45 (See Figs. 7 and 8): 

Humeral capitellum: Progressing improvement of configuration and structur>. The 
fragment at the radial surface seems now, like the small bone islands in the adjacent 
soft parts, to have begun to fuse with the epiphysis. 

Head of radius: Considerable increase in growth of nucleus as well as of the fragments, 
The latter have now to a large extent fused with the epiphyseal nucleus. Structure im- 
proved. The head of the radius markedly larger than normal, the neck, too, is thickened. 

Roentgenograms of wrists, hip joints and ankles: Normal appearance. 

Roentgen examination 16. 2. 46. 

Configuration and structure improved both as regards the humeral capitellum and 
the head of the radius; the fragmentation has still not ceased, however. 

Roentgen examination 22. 8.46 (See Figs. 9 and 10): 

Fragmentation has ceased in the capitellum as well as in the radial head. These are 
now homogeneous although still considerably deformed. Structure now fairly regular. 
The development within the whole elbow joint accelerated as compared to the left elbow. 
The head and neck of the right radius considerably thicker than the left. 

The patient has spared the elbow in sports and gymnastics, has no subjective troubles. 
Slight limitation of extension and pro-supination are still present. 


What is now the relation of trauma to a. o. in the case just described! 


1. There is a considerable recent trauma, accompanied by de/inite 
clinical symptoms and also by roentgenologic signs of a fracture of the 
ulna and of a vascular lesion in the elbow region. There are on the other 
hand no signs of fracture in the capitellum or in the head of the r cius. 
(Many roentgenograms were taken at each examination.) 

2. So-called bridge-symptoms between the trauma and the find .¢ of 
the already at that time fairly advanced a. o. are present durir ° the 
whole time of observation. 

In all probability we are here justified in assuming that this is. case 
of an a. o. on traumatic basis where the trauma has given rise to a 
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: ular lesion which in its turn has caused an a. o. There is on the other 
har no primary fracture of the bones in question. (This theory corres- 
por s to alternative IT b in my classification given above.) In this case 
it |} s as yet not been possible to obtain any evidence of a praedispos- 
ing actor (alt. Ta). 

‘hich type of a. o. is present in the capitellum? — If we consider 
sole » the roentgenograms taken during the »zenit stage» of the process, 
we ce greatly tempted to diagnose an osteochondritis dissecans. If we 
on e contrary consider the entire course, in particular the termination 
of t e process, this diagnosis can no longer be maintained. The disease 
mu: instead be paralleled with the cases published by the Danish in- 
vesi gator PANNER, thus a disease generally called Morbus Panner. 
I h« ve not been able to find more than 5 such cases in the literature, all 
of t.em boys below the age of 10 years. In my opinion there is, however, 
ever’ reason to assume that some of the cases treated under the heading 
vost: ochondritis dissecans» have instead been instances of Morbus Panner. 
Muc: could be said on this point, but I content myself with referring to 
PANNER’s own words concerning the differential diagnosis. I can, how- 
ever, not refrain from stressing the importance of not being too quick 
in resorting to operation of such cases; the course should instead be 
followed carefully in the clinic, and particularly roentgenologically. 

How should the changes in the head of the radius be labelled? — The 
a. 0. here present prescribes the same course as the one in the capitellum, 
with multiple fragmentation of the epiphyseal nucleus and a final con- 
fluence of the fragments into one homogeneous nucleus. In the head of 
the radius the changes are found in the major part of the nucleus, in the 
form of decrease in volume, increase in calcium content, and loss of 
structure. These changes are all reversible, however. The roentgen picture 
presents great similarities with the one found in Perthes’ disease. 

No case with similar changes has, as far as I know, been described 
before in the literature. In 1932 AaGE NIELSEN published three cases of 
osteochondritis dissecans in the ulnar part of the head of the radius. 
The cases were not examined more than one single time, after which they 
were operated on. According to NIELSEN the patho-anatomical examina- 
tion showed that there was a recent osteochondritis dissecans with typical 
appesrance in all the three cases. There is a roentgenogram belonging 
to N'ELSEN’s first case which is highly reminiscent of my case No. 1, 
and * would obviously have been very interesting to follow its continued 
cour » without any operation. — In my case the course proved that it 
was of a question of any osteochondritis dissecans. I should therefore 
like o suggest the following term as the most suitable one: Osteo- 
chor ‘rosis deformans juvenilis capituli radii, in analogy with the term 
used for Perthes’ disease. 
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My case No. 1 is instructive from many points of view altho: sh 
perhaps particularly as an illustration of the problem concerning he 
interrelationship between trauma and a. o. It becomes still more pregn: 1t, 
however, if it is compared with case No. 2, which I had the opportw ty 
of observing at about the same time (the patient was a boy of al wut 
the same age as in case No. 1). 


Case No.2. Fracture of the epiphyseal nucleus in the head of the radius + fra we 
of the metaphysis. No secondary a. o. in the elbow. Shortly afterwards Schlatter’s disea. 

G. C., born in 1932. School boy. (Record No. Cub. f. 178). 

Hereditarily nothing of interest. — Previously healthy. — On December 15, | ‘43, 
the patient had a fall during gymnastics. He states that he broke the fall with his sand 
against the floor, but definitely denies that he hurt his elbow against the floor or . ome 
other object. Pains developed. in the left elbow, however, and as the mobility in th. left 
elbow decreased, the patient was sent to the Roentgen Dept. at Karlskrona Hos) ital. 
State two days after admission: No swelling or decoloration could be observed in the « bow 
region, nor was there any marked local tenderness on pressure. Moderate limitation of 
mobility in the elbow joint, although supination and pronation of the lower arm: was 
mainly normal. 

Roentgen examination 17.12.43 (See Fig. 11): 

Left elbow: a triangular fragment is separated from the anterio-radial surface of the 
radial metaphysis. The fragment is considerably displaced distally. From the original 
roertgenograms it is clearly seen that the fracture is a recent one. A step-shaped forma- 
tion has arisen from the fragment’s being pressed downwards. By means of a fissure 
running mainly in sagittal direction the epiphyseal nucleus in the radial head is found to 
be divided into two fragments, the larger of which remains in its proper place, while the 
smaller radial fragment lies obliquely and partly pressed down into the defect resulting 
from the fracture of the metaphysis. The fissure in the epiphyseal nucleus presents the 
appearance of a fracture line. The two epiphyseal fragments show normal structure and a 
normal calcium content. The thickness of the epiphyseal nucleus is the same as in the right 
elbow. Except for the above-mentioned signs of a fracture of the radial epi- and meta- 
physis, the left elbow joint presents exactly the same appearance as the right one. They 
are both in the same stage of development. — Roentgenograms of the two wrists and the 
ankles present an entirely normal appearance. 

The patient was told to spare the injured elbow: after some time the symptoms had 
(practically) disappeared. 

Roentgen examination 8. 1.45. (See Fig. 12): 

Left elbow: The fragment of the metaphysis has healed leaving a step-shaped cefect 
at the anterio-radial surface of the radius. The fracture in the epiphyseal nucleus of the 
radius has healed, too, though a thinner zone, about one mm in breadth, can still |e ob- 
served at the site of the fracture line as also an irregularity in the contour of the nucleus 
in this region. The epiphyseal nucleus presents a bone structure of normal appea: nce. 

I want to draw attention to the fact that the whole upper part of the radius is s! ¢htly 
thickened in relation to normal. 

Roentgen examination 19. 10. 45 (See Figs. 13 and 14): 

The configuration of the radial epiphysis has become still more normal. The adial 
part of the epiphyseal nucleus has grown downwards and now fills the defect arisin; ‘rom 
the fracture of the metaphysis. 

A comparison with the right elbow shows that the upper part of the radius is  rger 
in the left than in the right elbow, and that the nucleus in both trochlea and capi ‘lum 
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» re strongly developed in the left than in the right joint. — Roentgenograms of the 
ank regions of both feet show nothing of interest. 

yn November 2, 1945, the patient was sent by the school doctor to roentgen examina- 
tior f the left knee joint with the diagnosis: »Schlatter’s disease?» At this time the patient 
hac ad troubles for about six months. — The roentgenogram was definitely typical of 
-ter’s diesease. — The region of the right knee presented an entirely normal appear- 


‘oentgen examination 19. 8. 46: 

he fracture in the radial epiphysis of the left elbow has now healed, although the 
def sation still remains. — For the rest the appearance of the two elbow joints is on 
hole unchanged. 


do not think that this case, No. 2, requires any lengthy comments. 
It i . however, very interesting to observe that no a. o. appeared in con- 
nec’ on with the trauma that caused a fracture of the epiphyseal nucleus. 
It vould have been perfectly reasonable to expect a secondary a. o. in 
view of the patient’s age and sex, and also with respect to the disposition 
to a. o. which seems to be indicated by the (later appearing) Schlatter’s 
disease. 

In my opinion this case rather speaks against the assumption that a 
primary fracture as such may cause an a. o. It is obvious, however, that 
the conclusiveness of this single case is very limited. 

Another interesting fact is that the accelerated development, often 
described in cases of a. o. in the capitellum, viz. in osteochondritis dis- 
secans, also can be observed in this case (in capitellum and trochlea). 
This case likewise presents an enlargement of the upper part of the radius. 


Case No. 3. Osteochondritis dissecans in the fibular malleolus after trauma to the 
ankle. 

8. H., born in 1935. School boy. (Record No. Fl. n. 205). 

He reditary nothing of interest. — Normally developed. Previously healthy. — 
The patient had a fall and injured his ankle on April 21, 1944. Roentgen examination the 
same day did not show any deviations from a normal picture (Fig. 15). The symptoms 
disappeared entirely within sonie days without any treatment. After that the patient 
remained free from symptoms until he had another fall during cross-country running on 
September 28, 1945. On this occasion he sprained his ankle, and a rather pronounced 
swelling set in. Pains and tenderness locally. 

Roentgen examination 29. 9 and 2. 10. 1945 (See Fig. 16): Left ankle: In the distal 
part o' the epiphyseal nucleus in the fibular malleolus there is now a large defect with 
slight! irregular concave outline. An inconsiderably increased calcium content is ob- 
serve ‘na small part of the border of the defect. Within this defect an irregularly ellipsoid 
bone { agment, entirely separated from the rest of the fibular epiphysis, can be observed. 
This gment, too, presents a spongy structure. The roentgen pictures clearly show that 
it can’ >t be a case of a recent fracture; on the other hand the picture corresponds well to 
an as: tic osteonecrosis. — As at earlier examinations the rest of the ankle still preset ts 
an er rely normal appearance. 

F entgenograms of the right ankle, wrist regions, knee joints, dorsal and lumbar 
spine, >elvis and hip joints do not show anything abnormal. 
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The patient was told to rest his foot for some days; he then returned to school but 
not permitted to participate in sports or gymnastics. Within a couple of weeks he 
subjectively free from symptoms. 

Roentgen examination 31. 10 and 1. 12. 45 (See Fig. 17): 

Left ankle: Another small fragment has separated from the anterior border o 
defect at the top of the fibular malleolus. Both fragments show poor structure pat 

Roentgen examination 2. 3. 1946 (See Fig. 18): 

Left ankle: The large posterior fragment alone now remains at the top of the fi! 
malleolus; the smaller one has fused again with the epiphysis. Structuration conside, 
improved, the outlines sharper. 

Roentgen examination 26. 5. 46: 

Left ankle: No changes since the previous examination. 

Roentgen examinations 19. 8.46 and 29. 11.46 (See Figs. 19 and 20): 

Left ankle: Both the fragment and the defect in the fibular malleolus have acq_ ired 
sharper and smoother contours. Satisfactory structuration both in the epiphyseal nu. |eus 
and in the fragment. 


In case No. 3 (a 10-year-old boy) we find, in immediate conneciion 
with a trauma to the ankle and accompanied by definite clinical symp- 
toms, a clear roentgen picture of an a. o. in the distal part of the epiphysis 
of the fibular malleolus. No primary fracture. The age of the a. 0. cannot 
be assessed, but the point of time of the first trauma, more than a year 
earlier, seems in my opinion to suit well as the probable starting-point 
of the process. The lack of subjective symptoms in the meantime does not 
contradict such an assumption, as early symptoms often are missing in 
cases of a. 

The roentgen picture as obtained in 1944 excludes a disturbance of 
development, as well as a primary fracture caused by the first fall. No 
signs of any praedisposing factor could be observed at roentgen examina- 
tions of various other parts of the skeleton. 

We are thus, I think, justified in assuming the presence of an «. 0. 
on traumatic basis. The ischaemia resulting in such an a. 0. must be as- 
sumed to derive from a vascular disturbance caused by the trauma. 

The roentgen examinations further show that, in spite of the patient's 
sparing his foot, the process nevertheless must have been in an active 
stage during the months immediately subsequent to the detection of the 
process. Already after a few weeks a second fragment has separated ‘rom 
the epiphyseal nucleus; however, this fragment fuses with the epiphyseal 
nucleus after several months (many roentgenograms in various projec- 
tions!). 

The roentgen examination performed more than one year afte the 
detection of the process shows that the fragmentation no doubt w | be 
permanent, and we have thus arrived at the picture of an osteochon “itis 
dissecans in the fibular malleolus. 

It is here impossible to decide in detail the réle played by the tr: sma 
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ON TRAUMA AND ASEPTIC OSTEONECROSIS ( 


1945 for the osteochondritis in question. I should like to mention, how- 
e vr, that AxHAUSEN calculates with various traumatic influences nec- 
e ary to bring about an osteochondritis dissecans, viz. pathological 
fr cture, traumatic disturbance of its healing, and, finally, traumatic 
s aration of fragments. 

In connection with the case reports given above I venture to draw 
at ontion to an analogous case which I described in Acta RADIOLOGICA 
1 36): 
A. o., in the os naviculare tarsi (K6éhler’s disease) in connection with 
a cauma to the ankle (3-year-old girl). 

The following lines are quoted from the summary in 1936: 

‘The author describes what he believes to be the first case of Koéhler’s 
di case roentgenologically examined immediately after the trauma in 
qu stion, and where a completely normal appearing scaphoid bone was 
fo. ad. In the course of the next months the typical Kéhler’s syndrome 
wii. clinical complaints developed in spite of continuous protection of 
the foot.» 

With respect to remaining details I beg to refer to the original paper. 
This case, too, thus also speaks in favour of the process: trauma — vascu- 
lar lesion — a. 0. 


SUMMARY 


The author describes some cases of aseptic osteonecrosis which in all probability 
have a traumatic etiology. On the basis of roentgen examinations in immediate con- 
nection with the trauma a primary fracture has been excluded. Thus remains only 
the alternative that the trauma has given rise to a vascular disturbance that caused 
an ischaemia with a subsequent necrosis. None of the cases here treated support the 
assumption of any predisposing factor. 


ZUSAMMENFASSUNG 


Verf. beschreibt einige Fille von aseptischen Nekrosen, die aller Wahrscheinlichkeit 
nach eine traumatische Atiologie haben. Réntgenuntersuchungen in unmittelbarem An- 
schluss an das fragliche Trauma schliessen eine primaire Fraktur aus. Zuriick ist darum 
nur die Méglichkeit einer Gefiassstérung durch das Trauma, wodurch eine Ischimie mit 
nachfolgender Nekrose entstanden ist. Kein Beleg eines pradisponierenden Faktors ist 
in esen Fallen gefunden worden. 


RESUME 


“auteur décrit quelques cas de nécroses aseptiques qui, selon toute vraisemblance, 
ne étiologie traumatique. Toute fracture primaire.a pu étre exclue par |’examen 
rad’ logique au sujet du trauma. Reste donc l’alternative que le trauma ait donné une 
alté tion vasculaire, par laquelle s’est produite une ischémie avec une nécrose suivante. 
Il» + a dans ces cas aucun appui pour supposer un agent prédisposant. 
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FF M THE ROENTGEN DEPARTMENT (CHIEF: PROFESSOR TORLEIF DALE, M. D.) AND THE 
DI MATOLOGIC DEPARTMENT (CHIEF: PROFESSOR NIELS DANBOLT, M.D.) OF THE UNI- 
VERSITY HOSPITAL, OSLO 


GENERALISED LIPOID-GRANULOMATOSIS?! 
by 
Torfinn Denstad, M.D. 


(he generalised skeletal diseases as a rule are comparatively easily 
cla sified. However, occasionally a case is met in which the roentgeno- 
logical findings permit of no certain diagnosis, or in which the roent- 
genological and clinical findings tend to point in different directions. 
In such eases it is evidently most satisfactory to be able to arrange all 
symptoms so as to be seen from the same angle, etiologically and patho- 
genctically. Not least considerations for the treatment demand as cer- 
tain a diagnosis as possible. Such a case will be demonstrated in the 
followi ing. 


A man of 52 years (born ™/,, 1891) stayed during the winter 1943—44 for well over 
3 months at the dermatologic department of the University Hospital under the diagnosis: 
Lues congenita, Uleus cruris dext. (Pt. No. 3803). There were no anamnetic clues to lues 
in his parents. Ever since the age of 7 he had been troubled with a disease that during 
the years manifested itself in swelling of the legs and fistular formations. At the age of 
13 he got a fistula also in the right infraclavicular region, close to acromion, and ulcera- 
tions formed anteriorly on his legs, as well as 2 fistulas above the medial malleolus on the 
right leg, from which there was a tenacious discharge. He was admitted to »Kysthospita- 
let» at Stavern where he remained for '/, year under the diagnosis: periostitis et osteomye- 
litis s'mplex. Here first an abscess on tibia was curetted, whereunder entrance was gained 
to a cavity filled with a tenacious fluid. Later curettage was also made of olecranon on 
the right side, where the process had penetrated to the joint. Microscopical examina- 
tion of the excochleated tissue gave no indication of tuberculosis or lues. Because of rapid 
healing on potassium iodide treatment the earlier diagnosis was after all changed to 
tertiary lwes. He was discharged with scars, adherent to the bone. 
hout the age of 17 and the following years the skin was perforated also over the 
arche of the shoulders and in the region of the right elbow, as well as on the forehead 
and ‘ .e scalp. These ulcerations healed spontaneously after up to 1 year. 
the age of 20—25 three times he had a fracture in the region of the right elbow. 
the age of about 26 years he stayed for 3'/, months at the dermatologic depart- 
ment of the University Hospital under the dignosis of lwes congenita. W. R. +-+-, and 


Submitted for publication, Oct. 23, 1946. 


; 
49 
a 
» j 
= 
‘ll 
Vee. 
4 
x 


270 TORFINN DENSTAD 


subjectively he felt better after salvarsan treatment, but on histologic examinat » 
of excochleated tissue it appeared that neither this time was lues nor tubercul js 
demonstrable. 

27 years old: Fracture of left upper arm. 

At the age of 50—52 (1941—43) he was admitted 8 times in all to »Vestfold Fy! s- 
sykehus» because of an ulceration anteriorly on the right leg, ostensibly occurred a oy 
trauma, that did not heal. He was operated and periosteum was found normal, but  4¢ 
underlying bone was sclerotic without. signs of inflammation. 

Next he was readmitted to the dermatologic department of the University Hosp 1. 
On examination here his right eye was found amaurotic because of glaucoma. There as 
bilateral exophthalmos, most pronounced on the right side. Velum palati was atta: ed 
to the posterior pharyngeal wall. He had lost his teeth. There was bilateral chronic © tis 
without secretion. Corresponding to the earlier described affections adherent scars tc he 
bone were seen, and also an ulceration anteriorly on his right leg. The left scapula «as 
short and deformed, and also the region of the right elbow was deformed. There » ore 
for the rest symptoms of a psychosis, and neurologically tabes was not capable of b. ing 
excluded, in spite of ataxia and characteristic pupillar changes not being present. 

On admittance W. R. and M. K. R. IT were negative, later slightly positive, whe eas 
Wadsworth still was negative. 

On roentgenologic examination of the skeleton (Figs 1—6) considerable di! ‘use 
osteoporosis was found, with more or less thinned corticalis in most of the long boues, 
These are deformed, partly expanded, partly thinner than normal, sometimes bent. 
Caput humeri is on both sides small and deformed, the right elbow-joint is highly de- 
formed and surrounded by small irregular bony corpuscles. 

The skull is possibly also somewhat osteoporotic, with small marked irregular 
defects (corresponding to the adherent scars). 

On roentgen examination of thorax distinct markings were seen in both lungs, 
and also linear dense areas upward in the field of the left lung. During his stay in 
hospital fracture of 1st lumbar vertebra occurred after an inadequate trauma (sec the 
osteoporosis). 


What is the correct diagnosis? Which disease has caused this history 
of suffering of 45 years and which certainly has not yet ended? Clinic ally 
it manifests itself in the formation, specially on the extremities but also 
on the scalp, and at intervals of years, of infiltrates that perforate the 
skin with fistulas and ulcers, emptying themselves of a tenacious secre- 
tion and healing after a prolonged time with scars adherent to the bone. 
It seems reasonable to read the scar formations in the soft palate as a 
consequence of the same process. Further in pathological fractures with 
consequent deformations, also of several joints. The bilateral exopht hial- 
mos is also noticed. Roentgenologically there are found osteopor»sis, 
thinned corticalis with expansion and deformation of the long bones and 
marked deformation of several joints as well as cranial defects. \|so 
fibrous pulmonary changes are seen. 

First of all we have to make up our mind as to whether conge: ‘tal 
lues might be responsible for the demonstrated changes. Is it absolt ‘ely 
certain, however, that the patient has congenital lues? The diag) sis 
is mainly supported on the positive W. R. when the patient was 26 \ ars 
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Fig. 1. Fig. 2. Fig. 3. Fig. 4. 
; Fig. 1. Right upper arm. Fig. 3. Left upper arm. 
| Fig. 2. Right forearm. Fig. 4. Both legs. 


- old (1917), and on the subjective, but otherwise questionable improve- 
’ ment after specific treatment. Indeed, on his last stay in hospital the se- 
\ rologic reactions were interpretable in more than one way. This will be 
h discussed at a later point. The lack of evidence of lues in his parents to 
- a certain extent tell against this disease, and further that clinically no 
; chanves suggestive of lues had been demonstrable. According to profes- 


d sor | ‘ANBOLT, the wounds on his legs are certainly not of luetic origin. 
0 And ‘wice before has histologic examination been made of excochleated 

tissu, without luetic changes having been demonstrated. Of the roent- 
i] geno gical findings it may well be said that these are not due to lues. 
y The -regular osteolytic and sclerotic changes characteristic to the gum- 
is mat: is processes are not found, nor is periostitis. It must be admitted, 


S how: ver, that the mutilating articular changes in the shoulders and in 
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Fig. 5. Region of right ankle. Fig. 6. Region of left ankle. 


the one elbow recall the changes seen in tabes. However, these are not 
specific. 

If the patient has congenital lues it is therefore, everything con- 
sidered, small reason for connecting this causatively with his yearlong 
suffering. 

The skeletal disease first of all entering one’s mind on finding such 
changes in form of diffuse osteoporosis and rarefactions and _ partial 
expansion of the long bones, with thinned corticalis, is Recklinghausen’s 
ostitis fibrosa generalisata with hyperparathyreoidism, particularly im- 
portant to remember, because there then will be a possibility for causal 
therapy. However, on examination of Ca in serum normal values were 
found (10.15 mgm %), a phenomenon also sometimes seen in laten' pe- 
riods of the disease, whereas the P value is somewhat low (2.05 mgm °), 
which so far may be in accordance. Phosphatase has not been determ ed. 
But this disease never begins at such young age, nor have I seen repovted 
cases of this disease with such mutilation and wide distribution of cha» ges. 
All considered, hyperparathyreoidism may well be excluded. 

In this connection I shall also mention another skeletal disease hat 
often has been mistaken for ostitis fibrosa generalisata, namely — 0ly- 
ostotic fibrous dysplasia. Appearance of the separate bones may pr ‘ent 
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the same changes as observed in this patient, and spontaneous frac- 
tw 3 frequently occur, but characteristic to the disease it is that at least 
in .2e great majority of cases it is located unilaterally, and that most 
oft 1 women are attacked. It is hardly possible entirely to exclude this 
dis .se, that is supposed due to ossificational disturbances on congenital 
bas ;. But infiltration of the soft parts with formation of fistulas and 
ule s are not in accordance herewith. Similar skeletal changes are seen 
in ‘lbright’s disease, in which there also are pigmented patches on 
the skin and endocrine disturbances, in women in form of pubertas 
re: 0X. 

: (nm examination at the roentgen department we concluded that this 
pro:ably was a case of generalised xanthomatosis, or possibly more cor- 
rectiy termed lipoid-granulomatosis, a form of Hand-Schiiller-Chris- 
tian s disease. In these generalised forms the lipoids may be distributed 
to practically all tissues and organs, in skin, mucous membranes (oral 
cavity, the respiratory tract, the digestive tract), lungs, tonsils, spleen, 
kidneys, liver, gall-ducts, the serous membranes, endocardium, arteries, 
dura, medulla of the bones, the prostate gland, lymph nodes. Cases have 
been described with skeletal changes as widely distributed and of the 
same appearance as in the present case. Similar articular changes have 
also been described, the thin bones being pressed in, if rarely to such 
extent as here. The osteoporosis is supposed to be attributable to the 
Haversian canals becoming filled with lipoid cells, and to increased osteo- 
clastic activity. 

However, not only the skeletal changes are in accordance with a 
generalised lipoid-granulomatosis. In Hand-Schiiller-Christian’s disease 
we usually meat the characteristic triad: diabetes insipidus, exophthalmos 
and cranial destructions, due to lipoid deposits (neutral fat, cholesterin 
esters, phosphatides) in infundibulum, orbita and cranium. In the present 
case we find exophthalmos as well as cranial destructions, but not dia- 
betes insipidus, which, however, is no obligate symptom, being dependent 
on location of the lipoid depositions. 

With the intention of finding more evidence in support of the diagnosis, 
the blood was tested for cholesterin, which showed high normal values. 
This need not be increased, however. When the process subsides and the 
lipoid granuloma changes into scar tissue they may even fall below nor- 
mal. ‘urther a biopsy has been made from a small infiltration in the 
skin ‘rep. 1257/43). Here some polygonal large cells with round to oval 
nucle. and partly highly vacuolised protoplasm was found, cells re- 
semt ng the specific lipoid-cells (»foam-cells»). Professor Harsrrz be- 
lieve that in all probability this represents a case of xanthomatosis. 
Unfe -unately were frozen sections with sudan-staining not made. 

T = described pulmonary changes also well agree with and often occur 

l\ 470088. Acta Radiologica. Vol. XXVIII. 
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in lipoid-granulomatosis, the lipoids being deposited interalveolarly nd 
cause development of connective tissue. 

The described ulcerations over the arches of the shoulders and on he 
extremities and in the scalp with formation of scars adherent to he 
bone, I have not found to be reported in lipoid-granulomatosis, bi it 
is hardly improbable that the granuloma, growing as an infiltrate, { »m 
the bone may spread to the skin or primarily settle here, causing n- :ti- 
tional disturbances and necrosis. According to CHESTER, 3 stage of 
development may be recognised: the lipoid deposition — inflammz ory 
reaction — development of connective tissue (the healing st: ze). 
Finally I shall mention that the loss of teeth is given as character stic, 
and this patient has lost all his teeth. But there may be other reasons 
for this. 

When all is said, I believe that generalised lipoid-granuloma osis 
should be agreed upon as the most probable diagnosis. The possibility 
of wide-spread non-specific osteomyelitis as a cause I have considered 
unnecessary to take up for discussion, as this possibility can be dis- 
proved both clinically and roentgenologically. 

Has then the patient a congenital lues, without any other form of 
manifestation than an earlier positive W. R. and today rather uncertain 
serological reactions, as well as generalised lipoid-granulomatosis? Here 
I shall recall to mind the demonstration by Orro JERVELL at the annual 
meeting of »Norsk Indremedisinsk Forening>» in November 1939, of a 
52 years old woman with hypercholesterinemia and W. R. + ++. 3 weeks 
later the W. R. was negative, whereas Meinicke’s reaction was +. The 
amount of cholesterin was then somewhat lower. There was no evidence 
of a luetic infection, and JERVELL believed that the hypercholesterinemia 
might be responsible for the positive W. R. 

This possibility must therefore be considered also in the present case. 
It is true that only high normal cholesterin values were found, but the 
serological reactions were at the same time partly negative, partly only 
slightly positive. Simultaneous with the more strongly positive W. R. 
in 1917 he may very well have had higher cholesterin values. It is also 
possible that not the very amount of cholesterin, but other accompanying 
changes in the physico-chemical composition of the blood eventually 
may be the cause of such non-specific positive reaction. At any rate. 
this as well as the case mentioned by JERVELL calls for a closer investiga- 
tion of these conditions. 

By adding cholesterol to the Wassermann-extract it has further been 
shown that a non-specific reaction is obtainable, supposedly be: ause 
the extract thus will have an anticomplementary effect (HARTMAN and 
ScHONE). 
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GENERALISED LIPOID-GRANULOMATOSIS? 


SUMMARY 


‘he author discusses a man of 52 years, who since the age of 7 vears has been troubled 
by. affection, which is supposed to be a generalised lipoid-granulomatosis. An earlier 
pos ve W. R. is suggested to be non-specific, and due to hypercholesterinemia. 


ZUSAMMENFASSUNG 


‘erf. teilt folgenden Fall mit: 52 jahriger Mann. Seit dem 7. Lebensjahre eine Affek- 
tion lie als eine generalisierte Lipoid-granulomatose aufgefasst wird. Die W. R. war 
fri positiv ausgefallen — die Méglichkeit wird erértert dass die Reaktion unspezi- 
fise!. und durch Hypercholesterinimie bedingt gewesen war. 


RESUME 


auteur traite le cas d’un homme de 52 ans atteint, depuis l’Age de 7 ans, d’affec- 
tions considérées comme une granulomatose lipoide généralisée. Antérieurement le 
W. kK. s‘était révélé positif — la possibilité d’une réaction non-spécifique due a l’hyper- 
cholestérémie est suggérée. 
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FROM THE DEPARTMENT OF ROENTGENOLOGY, THE BISPEBJERG HOSPITAL, COPENH. ify 
(CHIEF: CHR I. BAASTRUP, M. D.) 


— 


AUTOSEXUALISM WITH NEEDLES' 


by 


Chr. I. Baastrup 


Case History 


Male, aged 41, admitted to the Bispebjerg Hospital ™/,—*/, 39. 

Diagnosis: Foreign bodies in abdomen; Psychosis. 

The patient gives a past history of attacks of sciatica, for which he has been treated 
in various country hospitals. Admitted to the Oresund Hospital, Elsinore, ™/,—* ,, 38 
for inflammation of the abdominal wall due to foreign bodies. Several needles were re- 
moved, and the patient was transferred to a mental hospital. 


In childhood he is said to have been under very severe restrictions, on which ac- 
count he became timid and shy. As adult he often has had periods of mental depression, 
especially when he has been unemployed. He also has had vague ideas about suicide. He 
denies venereal diseases and chronic alcoholism. Since 1932 the patient has suffered from 
a sexual abnormality consisting in the insertion of needles under the skin. 

On admission the patient complained of pain in the right lower extremity and over 
the loins. 

On physical examination he gave an impression of being rather sensible. 

The abdomen was generally soft; over the lower part of the abdomen the skin was 
somewhat infiltrated. Two scars from fistulas were seen. In the inguina, several pea- 
sized tender lymph glands. Musculature of the lower extremities somewhat atrophic. 
Tenderness of the musculature on the posterior aspect of the thigh. Laségue: Right, 
about 40°; left, about 60°. Free mobility of hip and knee joints. 


Roentgen examination: Lumbar column and hip joints normal. Various films (Fig. 
1—3) revealed the presence of over 40 different metallic foreign bodies, from grammo- 
phone needles and parts of sewing-needles to darning-needles and knitting-needles, be- 
sides a long nail. Most of these foreign bodies are located in the scrotum, penis and the 
tissue just above and behind the symphysis. In side-views the main direction of these 
foreign bodies is seen to be anteroposteriorly. A couple of knitting-needles and several 
smaller needles are found to be located intraperitoneally. In the right side of the pelvis, 
just laterally to the sacrum, there is a nail, about 10 cm. long and 5 mm. thick, w''h the 
head posteriorly in a plane with the sacrum. 


On **/;, under ether anesthesia, some of the foreign bodies were removed: a fe’ bits 
of needles from the right rectus; posteriorly to the peritoneum in the pelvis, a neec © Was 
lying alongside the common iliac artery, in the omentum, many needles, vary 1g 0 


1 Submitted for publication, Oct. 30, 1946. 
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AUTOSEXUALISM WITH NEEDLES 


size Altogether 9 needles were 
ren ved from this field. When the 
wo: ds were healed the patient 
wa: uscharged from the hospital. 

m ™/, 39 the patient was 
adr tted to the Rigshospital with 
afr -ture of the neck of the left 
fem °, after being run over by 
a yelist. Osteosynthesis was 
perf. med, but a plaster cast was 
appid, as the mental habitus 
of t.e patient was not normal. 
The was a rise in tempera- 
ture accompanied by pulmonary 
phenomena and perforation of the 
abdc.minal wall above the sym- 
phys:s. Incision and drainage. 

Vronounced melena. During 
the :ollowing days, repeated in- 
testinal hemorrhages. Decubitus. 
Exitus on 

Autopsy: A knitting-needle, 
19 em. long, projects 6 cm. into 
the stomach from the greater 
curvature, 8 em. below the cardia, 
while the other end perforates 
the spleen, 4 cm. above its lower 
pole. [ts outer end projects 3—4 
em. from the surface of the spleen. 
Anail, 8 em. long lies in the lumen 
of the rectum. A large darning- 
needle, 6"/, em. long, is found in 
the retroperitoneal tissue below 
the pancreas. In the prevesical 
tissue, round the drained abscess, 
10 sewing- and darning-needles, 3—5 cm. long, are inserted in various directions 
within an area of 5X5 cm. None of these needles appeared to have injured the 
intestines or bladder. Another needle, about 4m. long is found at the bottom of 
the scrotum. 

In addition the autopsy revealed a subphrenic abscess, empyema of the left lung, 
abscess of the left lung, and fibrinous empyema of the left side, fibrinous pericarditis, 
preper'toneal and suprapubic abscesses. 


Comments 


T is is a case, then, of a man suffering from a queer perversity that 
mani ests itself in the introduction of needles in and round the genitals 
—a_esire that has led to the monstrous result presented by the roentgen 
piety es. Although he has paid no particular regard to the peritoneum, 
visce 1 or the large vessels, he has long got away from his acts surpris- 
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ingly well. It may be 
his »sciatica» has been lue 
to the insertion of the n ed- 
les, but otherwise the n ny 
needles appear not to. ive 
inconvenienced him. 

To Danish readers his 
roentgenograms remin . of 
Hertz, the no ori- 
ous »sewing-needle mai..en» 
who about 125 years ago 
presented a most puz’ling 
case to medical me: in 
Denmark — and also in 
other parts of Europe: 

Rachel Hertz was born 
on */,; 1793. At the age of 
15 years she had hysterical 
convulsions and attacks of 
rage. In 1819 an oxidized 
sewing-needle was removed 
from an abdominal abscess. 
After this, with increasing 
frequency, she had to be 
operated on for the pre- 
sence of needles. Thus in 
1819 no less than 85 needles 
were removed from the 
abdomen and 5 from the 
middle of the sternum. In 
1820 altogether 183 needles 
were removed (146 from the 
abdomen, 3 from the right 
thigh, 1 from the left, and 
22 from the right breast. In 1821, 77 sewing-needles were removed — 
from 1819 till 1822, a total of 382 needles. She might be anest/vetic, 
giving now signs of pain during the operations. 

Her peculiar case history has been presented in a booklet pub! shed 
by her physician, Professor HERHOLDT, in 1826. 

The »sewing-needle maiden» is generally mentioned as a hy ‘*eric 
whose strange behavior was due to an overpowering desire to « eate 
sensation. No doubt, however, it will be justified to reckon tha her 
morbid condition was strongly related to the sexual life. This is sugs sted 


Fig. 2. 
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AUTOSEXUALISM VITH NEEDLES 


by the localization of the 
ne Jes inserted, and fur- 
th by the fact that she 
als introduced fluids and 
air into the bladder and 
va.na. Thus, during the 
per id of 1809—1825, she 
att. ned to be catheterized 
no 2ss than 2000 times in 
the »ladder and 1 200 times 
in vagina. 

| achel Hertz founded 
as Thus HERHOLDT 
mentions »a melancholic 
maiden», 19 years old who 
was admitted to the Royal 
Frederiks Hospital from 
October 1823 to January 
1825. Gradually altogether 
30 needles were removed 
from her. She used the 
vagina as store-room for 
the needles. On */, 1825 she 
committed suicide. 

In »Ugeskrift for Laeger», 
No. 45/40, Dr. QvortTRUP 
reported the case of a 
woman, 50 years old, who 
in 1890 was admitted to 
the Oringe Mental Hospital. 
She had inserted 15 sewing- 
needles into her thighs and 
legs. But the case history 
is very incomplete. 

a Fig. 3. 


Cnr patient from the Bispebjerg Hospital admitted willingly that 
in hi: case the introduction of the needles was an act instigated by sexual- 
ism. [he data given above concerning the female patients also offer a 
reas rable suggestion about similar motives. 

_ | xe peculiar relation between pain and sexuality is mentioned in the 
liter sure chiefly under designations as sadism and masochism. Auto- 
sadi 2 or automasochism is known very well. The »flagellants» were 
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religious brotherhoods, it is true, but the circumstance that the « /f- 
scourging aimed to control the carnal desires seems to indicate that he 
flagellants were trained in employing the self-scourging as a substi ite 
for normal forms of sexual life. The reader will perhaps still remen er 
the sensational newspaper story about an English student who s ne 
years ago was found with this arms and legs tied together, suffocate: by 
a pillow. This was first taken to be a bestial murder, but finally it sas 
cleared up that this was an unfortunate accident during an automas <h- 
istic performance. 

As Roentgen examination occasionally may be employed in ¢ «ses 
like the one here described, I find it reasonable to publish this cur ous 
case even though it falls outside the roentgenological communicatio.: in 
general. 


SUMMARY 


A report of a monstrous case of autosexualism with needles. In this connection a 
parallel case from olden days is cited. 


ZUSAMMENFASSUNG 


Ein monstruéser Fall von Autosexualismus mit Verwendung von Nadeln wird 
mitgeteilt und im Anschluss hieran iiber einen Parallelfall aus alten Zeiten berichtet. 


RESUME 


Communication d’un cas monstrueux d’autosexualisme ot le sujet se servait d'une 
aiguille, et relation, 4 ce propos, d’un cas paralléle des temps anciens. 
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) AVAIL DE L'INSTITUT PATHOLOGIQUE DE GENEVE (DIR.: PROF. F. RUTISHAUSER) 


LES ZONES DE LOOSER ET LE SYNDROME 
DE MILKMAN' 


par 


P. Wettstein 


I. Introduction 


MILKMAN a eu le mérite d’attirer attention des radiologues sur des 
transformations osseuses que les pathologues connaissent depuis long- 
temps. Il s’agit de l’»Umbauzone» que Looser a décrite le premier en 
1920 dans des cas de rachitisme tardif et d’ostéomalacie. Radiologique- 
ment ces modifications apparaissent comme des fissures claires, linéaires 
ou en zigzag; leur largeur peut atteindre 8 mm., parfois plus; on a l’im- 
pression qu’un coup de gomme a effacé le cliché & cet endroit. La dis- 
parition de substance calcifiée est quelquefois extréme; il semble alors 
que l’os est véritablement interrompu sur plusieurs centimétres. Le 
tissu osseux qui limite la zone de remaniement* peut avoir un aspect 
normal; bien souvent cependant il donne l’impression d’une densifica- 
tion plus ou moins marquée. 

La localisation de ces lésions au niveau des branches du pubis, des 
cétes, du fémur, du cubitus, de l’omoplate, du tibia et des métatarsiens 
a été fréquemment signalée par les auteurs, de méme que leur répartition 
symétrique, trop connue pour qu'il soit nécessaire d’insister. Par contre, 
la littérature ne signale qu’un seul cas d’»>Umbauzone» de la machoire 
(JUSTIN- BESANGON). Quant aux zones de remaniement rondes décrites 
au niveau du crane, nous verrons ce qu’il faut en penser. Le rachis dont 
l'investigation radiologique présente toujours une certaine difficulté, 
peut “tre également le siége de zones de LoosER. BELLONT les a décrites, 
récey ment, au niveau des apophyses épineuses; notre cas No 3 en pré- 
sente une au niveau du corps vertébral D 8. 

Nous voyons trés souvent & la salle d’autopsie ces zones de remanie- 
ment en cas d’ostéomalacie, surtout au niveau des cétes qui sont plus 
acces ibles & l’investigation directe que les autres parties du squelette. 


* Xemis & la Réd. le 30 Oct. 1946. 
* ‘ous proposons de traduire »>Umbauzone» par zone de remaniement. 
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Lorsqu’on examine la cage thoracique depuis l’intérieur, on remarqu de 
légers épaississements linéaires ou fusiformes qui sont pris pour des als 
de fractures spontanées, ignorées du malade et du médecin. Sion prat ue 
un contréle radiologique, le cliché montre des images classiques d’) »- 
bauzonen» et révéle bien souvent d’autres lignes de Looser qu’a ww 
renflement macroscopique ne signalait & notre attention. 

Plusieurs publications, surtout cliniques et radiologiques ont ary 
sur ce sujet, et il semble & premiére vue que la question soit épi se. 
Cependant une étude un peu approfondie de la littérature montre gue 
la conception du syndrome de MILKMAN et des zones de remanie: ient 
est encore sujette & de nombreuses variations. D’autre part, la des rip- 
tion morphologique n’a été que rarement entreprise et il reste bier des 
points & élucider. 

Nous voulons d’abord exposer nos cas les plus typiques et definir 
la ligne de Looser, puis nous tacherons de discuter la genése et 1’é\ olu- 
tion de ces curieuses zones. Enfin nous verrons si nos connaissinces 
actuelles permettent d’attribuer ce syndrome & une ou plusieurs affec- 
tions osseuses. 


IL. Casuistique 


Cas I. F. 44 ans: 


Renseignements cliniques: Rien de spécial dans les antécédents personnels de la malade. 
Son mari est mort paralytique général alors qu'elle avait 33 ans. Elle a eu un enfant, 


actuellement agé de 14 ans, qui est en bonne santé. II n’y a pas eu d’autre grossesse ni 
fausse couche. A l’entrée a la clinique psychiatrique de Bel-Air ot la malade a été internée, 
son status physique était normal. Les déformations du squelette se sont établies pro- 
gressivement, environ une année avant la mort. 

Autopsie (531/14). Le procés-verbal donne les renseignements suivants: ostéomalacie, 
augmentation de l’hypophyse et des parathyroides. Dilatation du coeur droit avec 
stase de tous les organes. Forte atélectasie pulmonaire; infarctus caleaire du rein droit. 
Bronchite chronique. 

Squelette: Le fragment de gril costal montre en maints endroits de légers épaissis- 
sements linéaires ou fusiformes, larges de 3 4 5 mm. perpendiculaires a la cdte: ils pré- 
dominent surtout aux points ot les cétes ont le plus grand rayon de courbure. Le bassin 
déformé en coeur de carte 4 jouer ne révéle pas d’autre modification macroscopiquement 
décelable. La colonne vertébrale a subi également de fortes déformations. 

La radiographie d’un fragment de gril costal (fig. 1) présente au niveau de !a cote 
inférieure une zone de remaniement typique. L’os est traversé perpendiculairement par 
une ligne claire, irréguliére, d'une épaisseur variant entre 2 et 3 mm. Ses bords sont den- 
telés et flanqués d’un liséré plus dense; au bord supérieur, la corticale est interrompue 
sur 4 mm. Le périoste est un peu tuméfié. A 1.5 em. de ce point, vers l’extériev", une 
nouvelle ligne moins claire montre des bords plus densifiés et plus larges. 

La ligne située & 3 cm. de l’extrémité externe de cette méme cote est complé! ment 
sclérosée sans ligne claire centrale; le périoste n’est pas augmenté et la corticale n° ‘t pas 
interrompue. La cote IV en plus d’une zone de remaniement typique présente une “gére 
angulation. 


4 
¥ 

4 te 
‘ 

( 

| 
5 t 
7 t 
{ 
“4 

A 

‘ 
q « 
< 
] 
{ 


LES ZONES DE LOOSER ET LE SYNDROME DE MILKMAN 283 


Le bassin a la forme en coeur de carte & jouer qu’on rencontre dans les ostéomalacies 
avy cées. Les branches ischiopubiennes sont le siége, 4 droite, d’une et, & gauche, de 
de - zones de remaniement. 


Résumé: Chez une psychopathe de 44 ans apparaissent environ une 
ar ‘e avant la mort des déformations du squelette qui s’aggravent 
pr -ressivement. Elles sont trés marquées au niveau de la colonne ver- 
té. ale et du bassin. L’histologie montre une ostéomalacie floride. 

es radiographies des piéces osseuses révélent une forte atrophie, 
de 1ombreuses lignes de Looser au niveau des cétes et des branches 
isc. o-pubiennes. Le bassin est déformé en coeur de carte & jouer. 

rein droit était le siége d’un infarctus calcaire. Les parathyroides 
et hypophyse étaient augmentées de volume. 


as II. F. 74 ans: 

enseignements cliniques: La malade aurait souffert de rachitisme dans son enfance 
Depuis de nombreuses années elle se plaint de troubles digestifs caractérisés par une in- 
tolérance alimentaire de type hépatique. A partir de 1940, 4 la suite d’une congestion 
pulmonaire, elle se sent fatiguée, asthénique. Deux ans plus tard, elle remarque d’impor- 
tantes déformations osseuses. A son entrée & la clinique médicale (Prof. Roc)! en 1944 
on note: cachexie, troubles trophiques de la peau, déformations de la colonne vertébrale, 
des tibias, de la clavieule droite qui montre une fracture spontanée. Le cubitus gauche 
présente une volumineuse tuméfaction de sa partie proximale et une plus petite 4 son 
extrémité distale. La palpation réveille des douleurs osseuses multiples au niveau des 
cotes. 

Examens de laboratoire: 

Selles: pas d’acides gras, ni de graisses neutres, ni de savons calcaires. 

Urines: 

phosphore 0.4 gr. °/o9 et 0.31 pour 24 h. Un autre examen pratiqué 4 une semaine de 
distance donne 0.4 gr. °/o9 et 0.37 gr. pour 24 h. 

calcium: 0.07 gr. °/o9 et 56 mgr. pour 24 h. Un second dosage a donné 0.06 °/o9 et 
55 mgr. pour 24 h. 

Sang: urée 0.38; protides totaux du sérum 63.4; cholestérol 2.1; icterus index 3; 
anémie hypochrome de 3,445,000 Gl. r. et 60 % d’hémoglobine; globules blanes 4,000 
sans altération de la formule.-Caleium 95 mgr/lit.; phosphore inorganique 22 mgr/lit.; 
phosphatase 0.48 (unité Kay). 

Réaction de Wassermann: négative. 

L’examen radiologique a permis les constatations suivantes: 


Colonne vertébrale: ostéoporose extrémement prononcée avec cyphose & grand rayon 
et scoliose & concavité droite de la région dorsale moyenne. Les courbures de la scoliose 
cerviele sont l’inverse de la dorsale. Les vertébres dorsales moyennes se sont considér- 
ablem nt tassées et ont pris un aspect cunéiforme. Le corps vertébral de D 8 est le plus 
attein’. Les espaces intervertébraux sont conservés. Faible réaction ostéophytaire mar- 
ginal: 

/ sssin: déformation du type ostéomalacique avec enfoncement de l’acétabulum des 
deux 5tés. La radiographie révéle au niveau des branches ilio-pubiennes une pseudo- 


‘ Nous remercions vivement Monsieur le Professeur M. Rocu pour l’amabilité avec 


laque » il a mis & notre disposition les observations cliniques des cas 2 et 3. 
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fracture de chaque coté et une fracture du col fémoral droit sans formation appréci 
de cal. On note la méme ostéoporose qu’au niveau de la colonne. 


Avant-bras gauche: dans son ensemble |’os a un aspect ostéoporotique. Le cub us 
montre deux pseudo-fractures transversales; la supérieure, 4 deux travers de doigt 
dessous de l’olécrine, avec légére angulation de l’os, l’inférieure 4 trois travers de « igt 
au-dessus du poignet avec une tuméfaction de l’os néoformé. On note encore sur le ¢!.ché 
de petites images d’aspect kystique, visibles surtout au niveau des deux phalange.. du 
pouce, sur les épiphyses distales des deux premiers métacarpiens et quelques autres <is- 
séminés. 

Autopsie: (538/44) Status général: il s’agit d’une vieille femme mesurant 150 cet 
pesant 35 kgs. en mauvais état de nutrition, fortement cachectique. Les tégumonts 
sont pales, atrophiques. Pilosité de type féminin, clairsemée; poils fournis au menton 
et & la lévre supérieure. La langue est bien papillée. Les sclérotiques ont un reflet bleuitre 
trés net. 

Squelette: calotte: petite exostose frontale interne, unique, de la grosseur d'un pois, 
délimitée, dure. Les tables externe et interne sont bien visibles, le diploé net. Epaisseur 
frontale et occipitale 8 mm. L’os trés mou, se coupe facilement au couteau. 

Colonne vertébrale: cyphoscoliose dorsale dextroconvexe avec courbure de compen- 
sation dans la région lombaire. Il n’y a pas d’angulation a l’endroit de la clef de voite 
qui est réguliére; vertébres losangiques et cunéiformes au sommet. Les trabécules sont 
grosses et assez irréguliéres. L’os est trés friable et se coupe sans difficulté au couteau. 

La clavicule droite qui est déformée présente une angulation antérieure avec cal et 
chevauchement des fragments. On palpe a la partie postérieure du thorax, A droite et a 
gauche, des sortes de cals assez solides. Au cubitus on sent une boursouflure au niveau 
de son tiers supérieur et inférieur, sans déformation dans le sens de l’axe longi- 
tudinal. 

Une coupe frontale, faite & travers la phalange du pouce gauche, montre de multiples 
petits kystes de la grosseur d’une téte d’épingle en verre 4 celle d’un pois. Ils contien- 
nent une substance gélatineuse jaune clair. Les corticales des os longs tels que cubitus, 
radius et fémur sont trés minces. Au niveau des deux cols des fémurs on reléve un tasse- 
ment avec formation de cal. La »fracture» du cubitus gauche a un aspect spécial sans dé- 
placement et surtout sans hémorragie. L’os néoformé au niveau de ce cal est particulié- 
rement mou. Les coupes pratiquées 4 travers différents os n’ont pas révélé de tumeurs 
brunes. Le squelette ne montre aucun signe permettant de conclure & un rachitisme de 
Venfance ou de l’adolescence. 

Les organes ayant un retentissement possible sur le squelette se présentaient ‘le la 
facgon suivante: 

Hypophyse: bien en place dans la selle turcique, volumineuse (1.05 gr.) réguliérement 
augmentée; les deux lobes sont faciles & distinguer. 

Histologie: gros kyste plein de colloide basophile. Les cellules glandulaires son en 
proportion normale. 

Parathyroides: quatre glandes volumineuses, brunatres 4 leur place habituelle. ‘Iles 
ont un aspect homogéne. 

Histologie: hyperplasie diffuse. Les cellules claires dominent; ga et 14 lobule: de 
cellules plus grandes, nettement oxyphiles. 

Pancréas: ferme, bien lobulé, plutot petit. 

Histologie: iléts en bon état, & un seul endroit infiltration lymphocytaire. 

Reins: ils sont petits, finement granulaires, avec quelques cicatrices plus profc 
le parenchyme est trés ferme de couleur brun rouge; la corticale particuliérement —10- 
phique mesure 3—4 mm. 
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fistologie: forte atrophie de la corticale, surtout de la zone extérieure. Grosses 
tions vasculaires du type artério- et artériolosclérotique. Trés nombreux glomé- 
hyalins. Cicatrices anciennes et récentes sur base vasculaire. Stéatose des tubes con- 
és. Par place aspect »thyroidien». Sclérose de la papille. Pas de métastase ni d’in- 
calcaires. 


ntestin gréle et estomac: la muqueuse est lisse, sans uleére, un peu atrophique. L’exa- 
istologique confirme l’atrophie de la muqueuse et montre aussi une diminution de 
isculature. 
vaires: fibreux avec quelques petits kystes 4 sérosité claire. 

listologie: glande scléreuse dans laquelle on voit encore quelques corps blancs. 


‘hyroide: légérement augmentée de volume, quelques petits nodules fibreux et cal- 
cific. Hémorragies récentes. 
rlistologie: glande au repos, avec un petit adénome micro-macrofolliculaire. 


_/ésumé: Chez une vieille femme qui se plaint depuis plusieurs années 
de ivoubles digestifs, on constate & son entrée en clinique une déforma- 
tion de la colonne vertébrale et des tibias. Le cubitus gauche présente 
deux tuméfactions. La palpation réveille des douleurs multiples au ni- 
veau des cétes. 

Les examens de laboratoire montrent un calcium normal, un phos- 
phore un peu abaissé; la phosphatase est légérement augmentée. 

A la radiographie on peut remarquer une déformation du bassin du 
type ostéomalacique. On reléve au niveau du cubitus gauche deux zones 
de remaniement et de multiples petits kystes sur les phalanges du pouce 
et les épiphyses distales des deux premiers métacarpiens. 

L'autopsie (538/44) confirme les trouvailles radiologiques et montre 
des parathyroides qui sont hyperplasiées de facon diffuse. Les reins sont 
artério- et artériolosclérotiques, sans métastases calcaires. La muqueuse 
et la musculature intestinales sont atrophiées. 

L’examen histologique du squelette prouve l’existence de véritables 
zones de remaniement au niveau du cubitus. Les images kystiques des 
doigts sont dues & une atrophie circonscrite de la spongieuse; 4 cet 
endroit, le tissu adipeux a subi une dégénérescence gélatineuse. 

L'ostéopathie de base est une forte ostéomalacie. 


Cas III. F. 86 ans. 


Renseignements cliniques: depuis plus de 15 ans la malade souffre de douleurs loca- 
lisées sax pieds, du méme type que celles dont elle se plaint actuellement, et pour les- 
quelles elle a fait plusieurs cures & Baden et Acqui. 

Tis ou quatre ans auparavant les douleurs au niveau des pieds ont augmenté 
rendar’ la marche de plus en plus difficile, puis progressivement des algies diffuses appa- 
raisser dans la région sacrée, les cuisses, les jambes, les talons et le thorax. La malade 
se Vol * et se rapetisse lentement et depuis quelques mois elle est si faible et endolorie 
que la narche est impossible. Chaque tentative de déplacement se termine par une chute. 

“ son entrée & la clinique médicale (Prof. Rocu) on note: vieille femme décharnée 
affect ité trés labile, quelques idées délirantes. Le thorax est bombé, la colonne verté- 
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brale est déformée par une forte cyphoscoliose. Tous les os sont plus ou moins doulou ux 
a la pression; on reléve des »fractures spontanées multiples» au niveau des cotes; les | _m- 
bes sont incurvées. 

Aucun examen de bilan n’a pu étre pratiqué en raison de l’incontinence des u) nes 
et des matiéres fécales. 

Examens de laboratoire. 

Selles: pas d’acides gras, de graisses neutres ou de savons calcaires; mais des cris aux 
phospho-amoniaco-magnésiens. 

Sang: urée 0.26; acide urique 33; protides totaux de sérum 69.4; cholestérol __ 35: 
ictérus index 3; glucose 1.08; anémie hypochrome avec 3,568,000 gl. rouges et 6) °, 
Whémoglobine. Globules blancs 6,850 sans modification de la formule. Calcium 91 mg: lit: 
phosphore inorganique 24 mgr/lit. CO, total du plasma 69.4. 

Index xanthoprotéinique (BECHER) 27; graisses totales 4.8 gr. °/o9. Réaction de Was- 
sermann, négative. 

Les radiographies des différentes parties du squelette ont mis en évidence une dé- 
minéralisation de tous les segments osseux examinés. 

Le bassin ne montre toutefois pas de déformation typique, en coeur de carte a jouer, 
des bassins ostéomalaciques. Les articulations coxo-fémorales sont bien conservées et 
on ne note pas de signes certains de fractures spontanées. I] y a cependant une ligne sus- 
pecte au détroit supérieur en regard de l’articulation coxo-fémorale droite. 

Ia colonne vertébrale est scoliotique. Dans sa partie dorsale les espaces interverté- 
braux sont diminués avec une syndesmose des corps vertébraux. 

Thorax: la cage thoracique est asymétrique et présente & droite un important en- 
foncement avec des lignes de pseudofractures de tous les arcs costaux depuis le 4me. 
Certaines cétes telles que la 6me et la Tme ont subi une incurvation en S et montrent 
plusieurs »Umbauzonen». 

Autopsie (517/45). Vieille femme de &6 ans littéralement accroupie, bossue, pesant 
39 kgs, et mesurant 146 cm. Cyphose extréme de la colonne cervicale inférieure et dor- 
sale supérieure; grosse scoliose thoraco-lombaire. Le thorax est fortement déformé et 
montre une voussure costale le long de |’épine dorsale a droite. I] est de plus trés comprimé 
et les cétes inférieures s’enfoncent dans l’abdomen. Les fémurs sont incurvés, surtout le 
gauche. 

Téguments pales, oedéme des membres inférieurs et de toutes les parties déclives 
jusqu’au niveau des omoplates. Pilosité périorale marquée. 

Squelette: le crane est aminci, le diploé nettement visible. 

La colonne vertébrale présente une énorme cyphoscoliose avec des corps vertéhraux 
extrémement asymétriques, comprimés du céte gauche. La substance spongieus« céde 
facilement sous la pression du doigt et donne la sensation d’une résistance élasticjue. 

Les cotes sont trés minces et molles, on les plie sans difficulté et elles se cxssent 
sans bruit. Il en est de méme du sternum. Les cétes de l'hémithorax droit présentet une 
série de »fractures», environ 10, l'une sous l’autre 4 une distance de 10 em. de la co onne. 

Le fémur montre une incurvation nette et présente sur la tranche d’une coup. pra- 
tiquée a travers l’os une zone de remaniement. La moelle osseuse fémorale est e:'iére- 
ment rouge. 

Bassin sans particularité. 

Hypophyse: normale sans modifications histologiques. 

Parathyroide: elles sont au nombre de 5. Les deux supérieures se trouvent 
place habituelle. Il y a une petite glande accessoire accolée & l'une des deux infé: 

Histologie: hyperplasie diffuse. 
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-ancréas: il semble un peu plus dur que normalement et grumeleux. 


veins: ils sont diminués de volume. La capsule se détache difficilement. I] y a un 
gra’ nombre de cicatrices artériosclérotiques fortement enfoncées. Le tissu restant est 
asse lisse, & peine granuleux. 

listologie: petits foyers de fibrose cunéiformes, strictement souscapsulaires peu 
éter is. Cicatrices 4 prédominance scléreuse. On note en plus de l’infiltration lympho- 
plas oeytaire en foyers quelques glomérules hyalins ou en transformation hyaline. Les 
\ésic s vaseulaires sont faibles: les artérioles afférentes ne semblent pas touchées; les 
mo’ ines présentent rarement un épaississement intimal avec une faible stéatose. In- 
farc. s lipidique interstitiel de la pointe de la pyramide; pas d’infarctus caleaire. 

itestin gréle: la muqueuse est normale sans atrophie. 

aires: petits et scléreux. 


hyroide: un peu agrandie avec petit goitre colloide micronodulaire d’un cété, de 
laut +, nodule colloide de la taille d’une prune. 
\listologie: goitre colloide diffus et nodulaire. 


itésumé: Chez une malade qui souffre depuis 15 ans de douleurs 
localisées d’abord aux pieds, puis & tout le squelette, on voit apparaitre 
des iéformations de la colonne vertébrale et du thorax. Tous les os sont 
plus ou moins douloureux & la pression. 

La radiographie montre des »fractures spontanées multiples» des 
cétes, et une grosse scoliose de la colonne vertébrale avec diminution 
des espaces intervertébraux dans la partie dorsale. 

Le calcium sanguin est normal, le phosphore légérement abaissé. 

L'autopsie (517/45) révéle les modifications suivantes: les parathy- 
roides sont le siége d’une hyperplasie diffuse. Les reins ont de nom- 
breuses cicatrices artériosclérotiques, mais pas d’infarctus calcaire. 

L’examen histologique du squelette confirme les zones de remanie- 
ment au niveau des cétes. La vertébre D 8 est cunéiforme et traversée 
dans le sens horizontal par une zone de remaniement trés étendue. 


III. Histologie des zones de remaniement 


1. Le périoste. 

Nous avons étudié le périoste au niveau des cétes et remarqué une 
trés grosse activité ostéophytaire qui s’exerce presque toujours en dehors 
des zones de remaniement. On peut rencontrer au niveau des lignes de 
Loosi:r quelques ostéophytes trés récents; mais dans |’évolution ulté- 
rieure de I’»>Umbauzone» ils disparaitront complétement. Le cylindre 
ostéoy | — compris entre le périoste et la corticale, est extrémement 
irrégr: épais dans les concavités des courbures osseuses, mince ou 
inexis a au niveau des convexités. Le périoste encadrant les zones de 
rema? ement en pleine évolution est presque inactif. Dans une ostéo- 
mala > du type rénal & fibro-ostéoclasie fortement progressive, cette 
ostéo’ 1ytose n’a naturellement pas pu étre relevée. 
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A lencontre d’une fracture ordinaire, la participation du périos\ } 
la formation d’une zone de remaniement est minime, souvent & p ne 
visible. 


2. L’endoste. 


L’activité de l’endoste varie d’abord avec les cas. Le cas 1 (53! 14) 
frappe par la prolifération endostale importante de bords ostéo les. 
Il s’agit ici d’une ostéomalacie avec une certaine tendance & I’hy per- 
trophie ostéoide. On voit dans toutes les zones d’ostéoide-genése de zros 
bords endostaux se confondant par places avec la moelle fibreuse hi. ver- 
sienne. Dans le cas 2 (538/44) l’activité endostale est augmentée dan. les 
deux sens: apposition et fibro-ostéoclasie. Dans le cas 3 (517/45) sa 
fonction est absolument réduite aux zones d’ostéo-genése. 

Qu’il s’agisse d’une forme atrophique pure ou d’une forme avec une 
certaine hyperplasie ostéoide, la prolifération endostale avec fibrose de 
toute la région et développement vasculaire marqué, remplit toute la 
zone de remaniement aux endroits ot elle est active. 


3. La substance fondamentale. 


Tous les cas que nous avons examinés concernent des ostéomalacies 
florides caractérisées par une grosse inégalité entre les bords ostéoides 
et les centres trabéculaires calcifiés. Dans les coupes traitées & la thionine 
lostéoide apparait en rouge brique, plus foncée et plus granulaire que la 
substance minéralisée. La coloration d’aprés Nageotte donne en général 
de bons résultats de discrimination et surtout met en évidence les moin- 
dres détails de la substance ossifiée. Les lignes de suture, la structure 
finement lamellaire apparaissent d’une facon trés nette. 

A lintérieur de la substance minéralisée les différences de teintes de- 
passent ce qu’on rencontre dans |’os normal. On peut constater autour 
des ostéocytes un halo bleu ou rose qui ne se voit d’ordinaire pas dans le 
tissu osseux sain. Il y a également une grosse différence d’une lamelle 
a autre. Dans une corticale colorée & lH. E. la différence lame'laire 
apparait nettement. Les lignes de suture, un peu plus bleutées, tran- 
chent sur la substance fondamentale. Les coupes traitées selon Nag«otte 
montrent encore davantage cette différence. A l’intérieur des lamelles 
les parties proches des prolongements protoplasmiques ont trés so: vent 
une teinte sombre. Parfois il y a des lignes d’un bleu plus foncé, pe pen- 
diculaires & la lamellation générale, qui dans certains cas sont en re! :tion 
avec les prolongements ostéocytaires. Ainsi plusieurs ostéoplastes bien 
soulignés par les fines lignes bleues que nous venons de mentionne for- 
ment un trait transversal. 

Ces irrégularités de teintes au niveau de la partie minéralisée de ‘an- 
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ne corticale se voient aussi souvent sous forme de petites taches 
gr neleuses qu’on ne peut pas mettre en rapport avec des prolongements 
pr: oplasmiques. Dans certaines conditions elles sont nettement indé- 
pe. iantes. 

\ proximité des canaux vasculaires il y a un manchon ostéoide qui 
co: .e transversalement la corticale. A d’autres endroits encore, la cor- 
tic e présente une lame ostéoide marginale sur laquelle est apposée 
un nouvelle couche souvent de type ostéophytaire, minéralisée. Il en 
rés ite une lamelle corticale feuilletée dont certaines strates sont repré- 
ser ‘es par de l’ostéoide. La coloration de Nageotte fait encore davantage 
res ortir ces différences structurelles; les parties minéralisées qui & 1H. E. 
ont un aspect homogéne apparaissent alors tachetées. 


4. ostéocytes. 


(in dehors des zones de remaniement la corticale présente de grosses 
irrégularités dans la distribution des ostéocytes. En certains points ils 
sont trés rapprochés, & d’autres plus éloignés. On trouve des zones vides 
dostéocytes sur des étendues de 50 & 80 vu. 

Comme toujours dans |’ostéomalacie, les cellules osseuses au niveau 
des bords ostéoides sont trés rares; elles ne deviennent fréquentes qu’aux 
endroits ou il y a formation métaplasique de trabécules ostéoides en 
mailles ou en réseau. Toutefois & ce niveau les zones d’oncose se déve- 
loppent trés rapidement. 

Dans les préparations 4 la thionine on percoit souvent des lignes de 
suture trés larges; les prolongements protoplasmiques des ostéocytes sont 
parfois logés dans les lignes de suture. Mais le plus souvent l’anastomose 
d'un prolongement avec l’autre se fait en dehors. 

Les images d’oncose dégénérative frappent par la briéveté et l’irré- 
gularité des prolongements, qui pourtant une fois formés ne perdent que 
difficilement la striation de leurs canalicules. Dans l’oncose dégénérative 
ils sont souvent conservés mais finissent par disparaitre au bout d’un cer- 
tain temps. On rencontre également des images d’oncose dans |’os néo- 
formé (oncose hyperplasique) surtout dans les travées métaplasiques en 
mailles et en réseau. Souvent c’est le tissu ostéoide en faible calcification 
qui présente des nappes ostéophytaires dégénérées. Les ostéoplastes, de 
taille trés variable, se touchent; les parois des cavités vides de cellules 
sont peu nettes. Dans l’ensemble l’oncose est d’intensité variable et 
iInége ‘ement répartie. 


d. L mierofissures. 
- ussi bien en dehors qu’au niveau des zones de remaniement\le 


tisst osseux est le siége de fines solutions de continuité assez réquliéres 
+ —470088. Acta Radiologica. Vol. XXVIII. 
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toujours en territoire ossifié et le plus souvent en rapport avec das ez 
gros foyers doncose; fréquemment au milieu de ces plages de nécrobii se. 
Ces microfissures longues de 15—20 « se présentent dans l’ostéomal: ‘ie 
évolutive sous forme de déhiscences presque toujours colmatées. N. us 
n’avons jamais pu mettre la fibrine en évidence avec sfireté, la réact on 
au gram donnant un résultat douteux sur les coupes d’os. Dans les as 
en rémission ou en voie de guérison ces fissures peuvent étre bores 
de lignes bleues assez nettes (Kinp). Ces petites fentes suivent par.ois 
les lignes de suture pour s’en écarter et couper la substance osseuse d ins 
le sens transversal. Sur certaines de nos coupes ces fissures suivent aussi 
les prolongements protoplasmiques des ostéocytes. Par places une teinte 
rose, en pleine substance ossifiée annonce le début du processus. La 
microfissure ne se fait donc pas nimporte ov; elle a été préparée par des 
transformations de la substance fondamentale. 

Souvent ces fissures sont plus importantes, ramifiées, séparant des 
lames irréguliéres dans l’ancienne corticale. Nous donnons une image 
(fig. 8) de ces fissures qui traversent la corticale de part en part sur une 
distance de 120 uw. La fissure se fait en zigzag et la pointe principale 
est brisée & son tour. Toute cette fente parcourt une trés grande zone 
d’estéonécrose oncotique. Elle finit méme par traverser la mince bande 
ostéoide. La déhiscense est partiellement remplie par une substance 
comparable & de la poudre d’os. A gauche de la solution de continuité 
que nous reproduisons, il y a des bandes oncotiques, paralléles a la 
grande fissure, bordées de substance bleue. 


De telles images sont évidemment trés suspectes d’artéfact; il est 
done particuliérement intéressant de trouver une réaction vitale de 
Vendoste, provoquée par cette substance rose. Au niveau d’une de ces 
microfissures qui se fait dans une lamelle de 190 «, la solution de con- 
tinuité traverse toute la lame sous forme d’un V un peu inégal. Une 
branche de ce V est oblitérée par une ostéogenése ostéoide trés impor- 
tante. De l'autre cété du V quelques petites parcelles osseuses ont été 
séparées de la lamelle principale et sont assiégées par des ostéoclastes. 
Une fois de plus nous remarquons que cette ferte se forme en tissu ostéo- 
nécrotique. Exceptionnellement des solutions de continuité plus éten:ues 
peuvent se voir. Elles sont primitivement bordées par une gaine ostévide 
néoformée, puis apparait 4 l’intérieur de cette lame fissurée une f))ro- 
ostéoclasie ot les ostéoclastes semblent étre en culture pure. Ces im» ges 
plus grossiéres ménent aux infractions proprement dites qui n’ont »lus 
que certains points de commun avec la zone de remaniement. 

A titre de comparaison nous donnerons la description d’une de ces 
infractions avec ébauche de cal (fig. 2). Il s’agit d’une céte dont la 
ticale est en un point boursouflée. I] y a un tissu conjonctif et carti ‘g 
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neu - souspériostéen et endostal avec métaplasie fibreuse de l’os. Au 
mil u de cette convexité, la fissure multifragmentaire, avec éclats corti- 
cau et défauts de substance, est colmatée par cette espéce de fine sciure 
d’o: colorée en rose foncé & l’H. E. Cette substance est par places granu- 
lair & d’autres plus homogéne. Elle est teintée en rouge et la ligne de 
dén reation nette qui sépare cette matiére de l’os semi-vivant, puis- 
qui comporte beaucoup de nappes ostéonécrotiques, nous semble ca- 
ract. "istique. Dans les grosses infractions, les plaques rosatres qu’on voit 
au r veau de l’os sont l’effet de la transparence de sérosité qui se forme 
au 1 veau de l’endoste. Nous n’avons pas pu suivre ce détail dans les 
petit °s fissures. En dehors de l’infraction, il s'est déja formé un cal pério- 
stée. et on assiste & la résorption de la fine moulure rose. Cette destruc- 
tion \ lieu en partie par un tissu de granulation a gros fibrocytes; en 
d'autres points on peut voir disparaitre le placard rose dans un tissu 
cartiiagineux métaplastique. 

A la thionine ces fentes retiennent le colorant et la substance rose ap- 
parait alors finement granulaire. La nécrose ostéocytaire est avancée 
et il ne reste plus que quelques ostéoplastes isolés dont de rares pro- 
longements seulement peuvent étre mis en évidence. 


6. Les zones de remaniement. 


Daprés les trés nombreuses coupes que nous avons examinées, nous 
distinguons en principe deux formes de zone de remaniement. Nous ne 
trouvons mentionnée dans la littérature qu'une variéte histologique, 
caractérisée par une interruption de la structure osseuse (voir p. e. image 
No 1 du travail de Looser). A cété de ces bandes hypominéralisées, il y 
aun stade consécutif d’hyperminéralisation qui, nous le savons, n'est 
que toute relative, par rapport aux sels minéraux du reste de la corticale. 
Kinp a démontré dans son cas d’ostéomalacie cliniquement guérie que 
les deux formes sont encore visibles radiologiquement. Ainsi sur une 
trame de minéralisation qui augmente pendant la guérison, ces lignes de 
Looser donnent toujours cet aspect d’hypo- ou d’hyperminéralisation 
relative. Les zones claires correspondent & des mailles d’ostéoides méta- 
plasiques. Les zones de remaniement densifiées sont |’équivalent d’une 
ébauche de reconstruction, d’individualisation d’une corticale avec un 
os qui ressemble & l’os en agathe. La zone raréfiée n'a pas de cavité mé- 
dullaire alors que la densifiée en posséde & nouveau une. 

Me :roscopiquement déja les lignes de Looser raréfiées présentent une 
certa’ e tuméfaction du périoste qui améne une augmentation de dia- 
métre de la céte. Les zones denses ont résorbé cette tuméfaction due 
tune égére prolifération de la couche du cambium. 
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I. La zone de remaniement raréfiée (fig. 3). 


Celle que nous décrivons comme type mesure 3.3 mm. dans sa part e 
la plus étroite et 6.5 mm. dans la plus étendue. L’ancienne corticale e ¢ 
interrompue de chaque cété de la zone de remaniement sur une distan: e 
de 4.1 mm. A l’H. E. méme en pleine zone de remaniement, la cortica 
a une couleur violacée, tandis que la partie récente a une teinte pl s 
grise. Dans cette région seule la limite entre quelques petites napy ; 
cartilagineuses, intercalées entre les lamelles osseuses et le tissu fibre: 
en métaplasie ostéoide, est un peu plus délicate & établir. 

Les vaisseaux de chaque cété de ce tissu fibro-ostéoide intern ‘ 
diaire, sont béants, surtout les veines. Histologiquement il y a trés pou 
d’images permettant de constater un passage vasculaire entre les de ix 
cavités médullaires. Souvent les veines & la limite de la zone de trans- 
formation ont un parcours sinueux; on coupe le méme vaisseau en plu- 
sieurs endroits. Le périoste est légerement épaissi. Mais l’ostéogénése 
périostale est quasi nulle; par contre, en dehors de la zone de remanie- 
ment nous voyons fréquemment Vancienne corticale amincie, recouverte 
d’ostéophytes. 

Une zone de remaniement que nous avons examinée au niveau d’une 
vertébre (fig. 12) présente un dessin trabéculaire parfaitement ajusté 
& la structure osseuse située en dehors du territoire en transformation. 
La seule différence qui existe se marque par une variation de minéralisa- 
tion au niveau des trabécules. Avec de telles images il est impossible de 
soupconner l’existence d’une discontinuité quelconque. Nous pensons 
qu’il s’agit déja d’un stade réparateur. 


Il. La zone de remaniement sclérosée (fig. 4). 


Ces zones denses correspondent & un stade de guérison provisoire de 
la ligne de Looser. Sur une coupe horizontale, d’une céte par exemple, 
elle se présente sous forme de deux lentilles convexes, appliquées contre 
le périoste et dont les convexités se font face. 

Ce foyer d’ostéosclérose localisée n’est pas marqué par un épaissis- 
sement souspériostéen mais par une créte interne de tissu osseux «jul 
a la structure en mosaique réguliére de l’os en agathe. Il en différe ¢e- 
pendant par des breccie ostéoides intercalaires. La moelle intracortic:le, 
interstitielle est encore fibreuse, attestant des remaniements qui con- 
tinuent, tandis que le cylindre médullaire central entre les deux crétes 
osseuses, ne se distingue en rien de la moelle mixte ambiante. 


IV. Recherches anatomo-pathologiques antérieures 


Looser, le premier, en 1920, a eu l’occasion d’examiner micros:0- 


piquement un fragment osseux qui & la radiographie montrait ce te 
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“nage claire, en fente transversale, désormais classique. La piéce avait 
‘6 prélevée chez un rachitique lors d’une ostéotomie, faite pour corriger 
| position défectueuse d’un membre. 


Il constate que l’os lamellaire est remplacé par un tissu osseux plus 
: ple, trabéculaire, qui était ostéoide, pensait-il, en raison de l’affection 
, nérale du squelette. Il avait remarqué que ces zones se voient le plus 
suvent au niveau des déformations. Aussi leur attribue-t-il un réle 
¢.iologique important dans le développement de cette lésion qu’il a 
a pelée »Umbauzone». 

Pour Looser, ce remaniement en forme de fente s’apparait A la 
site d’une solution de continuité, fracture ou infraction. L’os, & l’en- 
droit traumatisé, se nécrose et est remplacé par un cal intermédiaire 
ncoformé. Sil demeure longtemps sans se calcifier, ce qui est précisé- 
ment le cas dans l’ostéomalacie ou le rachitisme, la radiographie mon- 
trera une ligne claire au niveau de l’ancienne infraction. Pour les grosses 
zones de remaniement, cette explication lui parut insuffisante. Il attri- 
bue alors la disparition de l’os lamellaire & une action traumatique répé- 
tée. Il compare ce processus a la disparition d’os normal sous la pression 
d'un anévrysme ou d’une tumeur. Cette méme irritation provoquerait 
ensuite la formation de l’os trabéculaire qui, au point de vue physio- 
logique et mécanique, se comporte tout différemment de l’os lamel- 
laire. 

Deux ans plus tard, SEELIGER publie deux cas d’ostéopathie de fa- 
mine avec pseudofractures. Pour tirer le cas au clair, il réséque une 
portion de cubitus qui montre une augmentation annulaire de la diaphyse 
et une légére fente. Au microscope, il constate comme Looser que la 
structure lamellaire de l’os a disparu pour faire place & un os encore 
trabéculaire, bien qu’en certains points déja lamellaire; il considére ce 
dernier tissu comme un cal d’un certain age, situé en dehors de los, 
sorte d’épaississement périostal qui aurait envahi l’ancienne corticale 
et la cavité médullaire. La moitié de cette zone de transformation était 
traversée par une fente qui se distinguait nettement de la partie déja 
plus ou moins lamellaire. Cette découverte lui parut prouver que le re- 
maniement était en pleine évolution avant que ne se produise l’infrac- 
tion. Partant de ces constatations, il distingue un cal préfracturel et un 
aucre postfracturel. 

Mais le véritable mérite de SEELIGER est d’avoir observé la nécrose 
civconscrite dans l’ancien os lamellaire. Dans le territoire du cal, & cété 
de petits ilots de cartilage, il reléve des nécroses osseuses ordonnées sur 
w 2 ligne et situées dans le prolongement de la fente principale. 

Justin Besancon et DELARUE, plus de vingt ans aprés, ne font que 
ce firmer les recherches de LoosEr. 
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Le cas de MiLkmaN, bien qu’ayant été autopsié, manque de donné s 
histologiques précises, tant sur les lésions locales que sur l’affectic 
générale du squelette, pour qu’on puisse tirer des conclusions. 

En étudiant Vhistologie de l’ostéomalacie, M. B. Scumipt, sans e 
visager le processus comme une zone de remaniement, donne une tr s 
bonne description de la lésion. I] reléve tout d’abord la fréquence de ¢ : 
modifications au niveau des vertébres, des points de flexion du sternu a 
et des cétes. Il constate, comme les auteurs qui l’ont précédé, que ce :- 
tains territoires osseux ont perdu leur structure lamellaire. L’os fori:e 
alors des sortes de nids trabéculaires non calcifiés qui se rencontre it 
principalement au niveau d’épaississements macroscopiquement visibl:s. 
Il note aussi la transformation fibreuse de la moelle osseuse. Si la malacie 
évolue pendant un certain temps, on peut alors constater une calcific a- 
tion trabéculaire centrale. 

Parmi tous les auteurs qui ont décrit ces remaniements, il est le pre- 
mier & relever les changements de colorabilité de la substance fonda- 
mentale au niveau de l’os néoformé: certains territoires des zones ostéoi- 
des, pauvres en cellules, prennent 4 lH. E. une teinte bleu pale au lieu 
de rose. 

Selon M. B. Scumipt, lhyperproduction osseuse apparait au niveau 
de parties soumises & des influences mécaniques particuliérement fortes. 
La prolifération de l’endoste améne la disparition de |’os lamellaire an- 
cien sans qu’il puisse remarquer des lésions bien nettes; mais il ne pense 
pas qu’il y ait d’emblée surproduction de tissu sans stade intermédiaire. 
Il remarque que lé processus commence souvent en un point circon- 
scrit d’une trabécule osseuse, par une profonde lacune de résorption qui 
est comblée par un tissu riche en cellules fusiformes provenant de l’en- 
doste. Cette abrasion traverse la couche ostéoide et arrive jusqu’au noyau 
calcifié qui peut montrer de trés nombreuses lacunes de Howship occupées 
par des ostéoclastes. 

La croissance du tissu de soutien peut sétendre a l‘intérieur ces 
trabécules et M. B. Scumipt a l’impression que l’impulsion donnée a 
la croissance endostale siége dans le voisinage de trabécules osseuses 
sans qu’elles montrent de lésions visibles. I] trouve que ces images res- 
semblent & celles qu’on a décrites dans le rachitisme, l’ostéite fibreuse 
et & ce qu’ASKANAZY a observé dans l’atrophie progressive de l’os. Toute- 
fois le processus différe des précédents surtout par la néoformation «ui 
suit la destruction. Elle ne se fait qu’en partie par apposition sur la 
surface de résorption, mais beaucoup plus par métaplasie du tissu ¢on- 
jonctif. 

L’auteur n’a pas pu établir microscopiquement si l’os trabécul: ire 
se développait sur base de vraies fractures de la tela ossea, car la de: si- 
fication de la structure interne de l’os se rencontre également & des n- 
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‘roits qui n’ont pas subi de déformation. I] considére ce remaniement 
\3seuX non comme un simple cal, mais comme une tentative de ren- 
‘oreement en relation avec des exigences fonctionnelles accrues. Pour- 
tint M. B. Scumipt interpréte l’image claire en forme de fente transver- 
: le comme un cal en cas d’ostéomalacie. La figure qu’il donne dans son 
e ‘ticle et ot il la compare & un cal au niveau d’une cote normale le prouve. 
" outefois il remarque que l’histologie d’une telle lésion a de grandes res- 
s mblances avec les zones trabéculaires denses rencontrées au point de 
f exion des cétes et du sternum par exemple. Il a également trouvé au 
nveau de ces »cals» des territoires pauvres, voire méme sans noyaux, 
e dont la substance fondamentale ne se colore que faiblement en bleu 
a PH. E. 

Pour UEHLINGER, le processus commencerait au niveau de la moelle 
qu devient fibreuse et ot les vaisseaux se multiplient. Dans une phase 
suivante, l’os ancien et le néoformé sont remplacés par du cartilage hyalin 
et du tissu fibreux. Il pense qu’il s’agit d’une sorte de cal, consécutif 
a une fracture, avec ostéolyse secondaire du territoire en reconstruction. 
Ii différe cependant d’un véritable cal, aprés fracture, par l’abscence de 
tuméfaction oedémateuse du tissu médullaire, de fissures, d’hémorragies 
et d’éclats osseux qui manquent sur toutes les coupes examinées. 

Plus récemment Kinp, en étudiant un cas de syndrome de MILKMAN 
guéri, fait porter l’accent sur les processus dégénératifs des ostéocytes 
et l’ostéonécrose qui sont intimément liés au changement de structure 
de la substance fondamentale. Dans les territoires en nécrobiose, il reléve 
de nombreuses microfissures et des modifications de la substance fonda- 
mentale qu il interpréte comme le début de ces fines solutions de con- 
tinuité. Il pense que la ligne de Looser est plus proche du grand groupe 
des nécroses aseptiques que d’une véritable fracture. Pour cet auteur 
loncose et la nécrose, premier stade du processus, sont provoquées par 
une acidose locale, créée par des sollicitations mécaniques exagérées et 
des exigences fonctionnelles dépassant ce que peut supporter un sque- 
lette malade. 


VY. Les modifications au niveau des zones de remaniement 


1. Oncose et ostéonécrose 


Nous avons regardé dans notre travail quelle est limportance de 
lostéonécrose et de loncose, sans vouloir attribuer 4 priori & ce phé- 
nméne tout le développement pathogénique. Car si les modifications 
d Vendoste et du périoste sont bien connues en pathologie osseuse, celle 
ds ostéocytes et de la substance intermédiaire le sont beaucoup moins. 

La notion d’oncose date de v. RECKLINGHAUSEN; il désignait par la 
ue tuméfaction des ostéocytes accompagnée d’un agrandissement des 
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ostéoplastes et d’une fragmentation des prolongements. II considéra‘- 
cette image microcospique comme un phénoméne dégénératif, sans pov- 
voir affirmer qu’il ne s’agissait pas d’un artéfacte di a la décalcificatior . 

RUTISHAUSER et ses éléves démontrérent que l’oncose est bien u 
phénoméne vital qui se rencontre dans toute une série d’affections d 
squelette. QUELOz la trouve dans les intoxications métalliques, QuEL« 
et BERNER dans les affections rénales, MENTHA dans les ostéopathi: s 
pancréatiques, BarBry dans les ostéopathies aviaires par carence, Brar 
CHI dans la radionécrose et plus récemment encore SAEGESSER comn e 
premier stade de l’ostéonécrose traumatique. RuTISHAUSER donne la d. 
finition suivante de l’oncose: »La cavité osseuse s’agrandit, ses limit. : 
deviennent imprécises et trés souvent aprés une multiplication des osté. 
cytes et sans qu'il se forme de cellules géantes, la cellule meurt.» Au- 
jourd’hui cet auteur distingue deux formes d’oncose: l’oncose dégéné- 
rative avec multiplication des ostéocytes en voie de nécrose et l’oncose 
hyperplasique, au niveau de l’os en formation. Ces deux types d’oncose 
sont liés & une modification constante de la substance fondamentale qui 
dans les coupes & l’H. E. est rose dans la premiére forme et bleue dans la 
seconde. 

Comme Kinp, nous avons retrouvé les deux types dans nos prépara- 
tions; l’oncose dégénérative se localise le plus souvent loin des vaisseaux 
et de l’endoste, alors que la forme hyperplasique se rencontre dans le 
voisinage de ces derniers. 

Faut-il voir dans l’oncose une manifestation acidosique comme le 
voudrait MentHA? II basait cette idée sur le fait que l’oncose était plus 
marquée au niveau de la corticale fémorale ot les phénoménes de stase 
et l’acidose concomitante sont les plus intenses. BERNER en étudiant 
les ostéodystrophies rénales, constate que le maximum d’oncose ne se 
voit pas au niveau du fémur mais 4 la machoire et & la calotte cranienne. 
Le phénoméne est beaucoup plus discret au niveau des vertébres et des 
cétes. 

De nombreux auteurs (KaTAsE, ASKANAZY, RuTISHAUSER, MACH ct 
RUTISHAUSER) ont établi de fagon certaine que la fibro-ostéoclasie est 
un processus di a l’acidose. Pour SAEGEssSER elle serait un phénoméne 
réactionnel, alors que l’oncose est davantage un phénoméne de nécro- 
biose. L’étude de laction des parathyroides dans ce processus d- 
passerait le but que nous nous sommes fixés, mais comme tous les cis 
que nous avons examinés présentent une hyperplasie parathyroidienn.. 
nous croyons utile de donner quelques indications sur ce sujet. 

L’anatomie pathologique, la clinique et l’expérimentation ont étal ‘i 
que cette augmentation n’est pas primitive mais secondaire & la mol 
lisation accrue du calcium, provoquée par les modifications humoral 
importantes qui se produisent dans les néphropathies (Cf. travail Ma: 
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e RvuTisHAusER). D’autre part ErRpHEIM et & sa suite de nombreux 
a teurs ont constaté que le rachitisme et l’ostéomalacie s’accompagnaient 
f; quemment d’une hyperplasie des parathyroides. Les cas 1 et 3 se 
r tachent sans doute a cette derniére catégorie alors que le 2 entre dans 
lc groupe des ostéopathies rénales avec un gros coefficient ostéomalacique 
q ‘on rencontre assez souvent dans cette affection. 

Le cas 2 qui se rattache au groupe des ostéodystrophies rénales, 
o: lon connait lintensité de loncose pour les differents os (BERNER), 
es particuliérement intéressant. Si l’oncose seule suffisait & donner 
ni ssance & une zone de remaniement, les régions ou ce phénoméne est 
le plus marqué et les points d’élection pour les zones de Looser con- 
co deraient. Or, il n’en est rien. 

La corticale fémorale de ce cas montre une oncose floride; il y avait. 
ure fracture du col droit, mais pas de zone de remaniement, tandis que 
le cubitus gauche qui dans son ensemble est le siége d’une oncose modé- 
rév, présente deux zones de remaniement. De méme la calotte et la man- 
dibule, ot l’on rencontre les plus fortes modifications ostéocytaires en 
cas d’ostéotrophie rénale, étaient intactes. L’étude de la littérature montre, 
du reste, que ces deux os ne sont pour ainsi dire jamais atteints dans le 
syndrome de MiLkMaANn. Nous n’en connaissons qu’un seul cas publié 
par JusTIN-BESANGON, qui présentait une lésion, semblable & une zone 
de remaniement, au niveau de la machoire. MICHAELIS a aussi décrit, 
a cété de zones de Looser incontestables, une zone de remaniement: 
ronde du crane. En comparant sa description avec deux cas que nous 
avons vus récemment nous pensons plutét qu'il s’agit d’une forte ostéo- 
porose localisée. I] faut se souvenir que la mandibule, richement vascu- 
larisée, ou apposition et la résorption sont considérables (loi dePoMMER- 
K6LLIKER-v. RECKLINGHAUSEN) n’est pas toujours comparable aux 
autres os. Ainsi dans les intoxications au plomb, la machoire contient des 
doses de métal 5 & 10 fois plus élevées que le fémur; avec une posologie 
appropriée on arrive méme & toucher électivement la machoire sans que 
les autres parties du squelette soient atteintes (RuTISHAUSER et A. J. 
Hep). Ces quelques faits prouvent & notre avis que l’oncose. seule ne 
suffit pas & créer une zone de remaniement, elle est certainement |’ex- 
pression morphologique d’un trouble de l’os, et joue un réle important 
dans |’état antérieur; mais la localisation doit étre laissée & d’autres 
facteurs dont nous parlerons plus loin. 


2. Les modifications de la substance fondamentale 


A cété des variations de répartition et de morphologie des ostéocytes, 
la substance fondamentale est le siége de différences tinctoriales évi- 
di ntes, accompagnées parfois de modifications structurelles. Bon nombre 
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d’auteurs dans leurs considérations pathologiques, ne veulent voir da s 
l’os qu’un tissu mort ov seule la substance intermédiaire joue un ré » 
d’aucuns vont jusqu’a penser que la structure cristallinienne de l’os e 
comporte comme celle d’un morceau d’acier et obéit aux mémes lo ,, 
Or, les images histologiques que nous avons rencontrées s’opposent 
cette fagon d’envisager le probléme. Si les modifications des ostéocy »s 
n’étaient pas en relation étroite avec la substance fondamentale, poi r- 
quoi donc trouverait-on au niveau de toutes les microfissures au déb:t, 
des changements de colorations de la substance intermédiaire en pl: .n 
territoire oncotique? 

Nous avons été frappé par le petit nombre d’ostéoclastes au nive..u 
d’un processus ot le remaniement osseux est considérable. On ser:it 
tenté d’admettre avec SAEGESSER que, les cellules osseuses ne cont 6- 
lant plus la substance intermédiaire ambiante qui est sous leur dépen- 
dance métabolique, les composants calciques sont en grande partie |i- 
bérés (ostéolyse ostéocytaire). Sous l’effet de sollicitations mécaniques, 
il se formera au niveau de ces trabécules des microfissures qui, comme 
nous l’avons déja relevé, siégent au niveau de grands territoires d’oncose. 
Mais une fois le processus amorcé, elles peuvent s’étendre aux bords 
ostéoides et aux lamelles encore sous le contréle de l’endoste et de leurs 
ostéoblastes. On pourrait objecter que ces fissures sont des artéfacts 
dais au microtome ou & la décalcification. Les possibilités d’artéfacts 
sont en effet trés nombreuses; un simple prélévement un peu brutal 
peut provoquer des fissures. Pour éliminer cette cause d’erreur nous 
avons coupé avec précaution les morceaux aussi loin que possible de la 
zone de remaniement, puis nous avons décalcifié toute la piéce et seule- 
ment aprés, délimité les blocs. De plus nous n’avons tenu compte que 
des microfissures présentant des modifications interstitielles. Ces solu- 
tions de continuité sont toujours plus ou moins colmatées par un ex- 
sudat se colorant en rose foncé a lH. E. et sur certaines de nos prépara- 
tions, ces fissures étaient le siége de résorption fibro-ostéoclasique nette, 
done d’un phénoméne vital incontestable. Comme l’a déja remarqué 
Kuinp ces fissures sont perpendiculaires aux lamelles osseuses et en cer- 
tains points elles dépendent de la direction des prolongements ostéo- 
cytaires. 


3. Les zones de remaniement 


En se basant sur l'image radiologique et histologique des zones ‘le 
remaniement nous avons distingué deux types: une forme raréfiée «ui 
correspond & la ligne claire de la radiologie, et une forme densifiée, «ui 
donne une ligne opaque sur le cliché. Celle-la est formée par un os tra é- 
culaire faiblement calcifié avec de larges bords ostéoides. Celle-ci st 
constituée par un os dense a structure en agathe ordonnée autour : es 
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y isseaux. De plus la cavité médullaire qui a disparu dans la zone raré- 
j ‘e réapparait dans cette forme. 

La présence des deux formes non seulement dans le méme cas, mais 
me & cété de autre sur une méme cdte semble infirmer |’hypothése 
q i tend a faire de la zone de remaniement un simple cal incapable de 
s calcifier en raison de l’affection générale du squelette (rachitisme, 
o: éomalacie, ostéopathie de famine). Il ne faut cependant pas penser 
q e cette forme densifiée soit un stade définitif de guérison. Comme le 
re narque justement Kunp, l’os iésé qui a perdu son équilibre oscille entre 
|’. stéosclérose et l’atrophie. Il va d’une grosse atrophie & une recon- 
st uction exagérée jusqu’éa ce quil ait retrouvé sa stabilité primitive, ce 
qii d’aprés notre expérience peut durer des années. 

Nous pensons qu’il existe une autre raison pour qu’une zone de re- 
miniement en phase sclérogéne reprenne le type raréfié. Plusieurs images 
histologiques rencontrées au niveau des cétes et du cubitus du cas 2, 
montrent en plein tissu réparateur une série de territoires oncotiques, 
accompagnés de transformations de la substance fondamentale et de 
microfissures. Il est bien évident que sur la base de ces modifications, 
il va se faire un nouveau remaniement raréfiant, en pleine ligne de Loo- 
SER en voie de guérison. I] est presque certain que c’est une image sem- 
blable, qu’a vu SEELIGER et qui lui a donné l’impression d’un cal pré- et 
postfracturel. Nous voudrions relever un autre caractére de la zone de 
remaniement. I] est fréquent de voir & la radiographie une ligne plus 
dense qui borde des deux cétés la partie claire. Cette image est provoquée 
par un réseau serré de trabécules fortement calcifées. Il semble que le 
calcium déplacé au niveau de |’»>Umbauzone» est capté par la périphérie 
4 moins que l’apport de sels minéraux dont la zone de remaniement 
est avide et qui affluent, soit arrété par une sorte de barrage. 

Quelle différence y a-t-il entre un cal ordipaire et une zone de remanie- 
ment? M. B. Scumipr qui considére l’image radiologique comme un cal 
en cas d’ostéomalacie, note cependant que l’histologie d’une telle lésion 
a une grande ressemblance avec certaines modifications de structure ren- 
contrées au niveau du squelette ostéomalacique. Pour UEHLINGER c’est 
absence d’oedémes, d’hématomes et d’éclats osseux qui le différen- 
cic. Il nous semble en plus que l’inactivité du périoste sort caractéristique 
et, a notre avis, toute la lésion se comporte en fait comme un cal intermé- 
diaire, ainsi que le remarquait déja Looser. Les fractures ordinaires 
permettent de contréler chaque jour les faits établis par KROMPECHER: 
ur foyer de fracture soumis 4 des pressions sera, dans son premier stade 
réoarateur, du type cartilagineux. Si les deux fragments sont soumis a 
des tractions il sera fibreux. Or si la zone de remaniement n’était qu’un 
ce! ordinaire, on aurait une évolution différente de la pseudo-fracture 
se on sa position. Une zone de LoosER au niveau du corps vertébral de 
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D 8 que nous avons examinée (cas 3) n’a pas trace dilot cartilagineux + 
histologiquement elle ne différe en rien de celle d’une céte ou d’un ¢ - 
bitus. Pourtant la pression au niveau d’une vertébre est considérab. ». 
D’aprés l’examen histologique, nous pensons avec RuTISHAUSER, Kir p 
et SAEGESSER, que la zone de remaniement est plus prés du groupe d's 
ostéonécroses aseptiques que du cal normal. RuTIsHAUSER et SAEGESS! R 
ont en effet démontré que »sur base de nécrose aseptique il se fait we 
néoformation réparatrice, cicatricielle, comme c’est le cas chaque fv is 
qu'il y a une micronécrose au sein d’un tissu vivant. A un certain sta:ie 
los est fragile et des fractures peuvent se produire.» Ces auteurs base.t 
leur idée sur une expérimentation serrée qui leur a montré qu’en trau- 
matisant un fémur d’un cobaye avec le dos d’un scalpel et sans qu il 
y ait fracture ou fissure, on assiste & un remaniement de l’os selon un 
ordre toujours identique. Le premier stade est constitué par l’oncose et 
l’ostéonécrose. Puis l’os est le siége d’une pénétration vasculaire qui re- 
manie |’os progressivement. Au bout d’un mois, la transformation qui 
est & peu prés terminée, confére a la corticale une structure en agathe 
avec de nombreux bords ostéoides voisinant avec des zones oncotiques 
et ostéonécrotiques. La structure lamellaire met quatre mois pour se 
reconstituer, mais on peut constater pendant longtemps une ostéo- 
sclérose assez marquée. Ils retrouvent cette méme image dans toute une 
série d’affections: malacie du semilunaire, ostéochondropathie dissé- 
quante, maladie de Pellegrini-Stieda, ostéophytose corticale traumatique. 
A cété de ces affections traumatiques localisées, touchant des os sains, il 
y en a d’autres qui se déroulent sur un terrain pathologique. Rutis- 
HAUSER et SAEGESSER pensent que la nécrobiose est un facteur important 
de la zone de Looser. Les images histologiques que nous avons rencon- 
trées confirment cette fagon de voir. 


VI.j |Etiologie et®pathogénie des zones de remaniement 


Les auteurs unanimes admettent actuellement le réle étiologique des 
facteurs mécaniques et fonctionnels. KuNTscHER a montré que les en- 
droits d’élection correspondaient aux points mécaniquement les plus 
sollicités (Spannungsspitzen). Il est assez facile de prouver la valeur de 
cette loi pour le fémur, les branches du pubis, les cétes. Pour le cubits 
il faut se souvenir que le lieu d’élection de la zone de remaniement ¢r- 
respond & l’insertion du carré pronateur et surtout au point d’appli: .- 
tion de la force de flexion lorsque le bras est en pronation. L’explicat on 
semble plus difficile pour l’omoplate; mais la plupart des auteurs pens: it 
que les tractions musculaires jouent le réle localisateur principal. On ¢ it 
également faire appel & cette conception pour comprendre |’existence !e 
zone de remaniement au niveau des apophyses épineuses vertébrales. 
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La miachoire, nous l’avons déja vu, n’est qu’exceptionnellement le 
s -ge de lignes de Looser, bien que les sollicitations mécaniques y soient 
i senses. Il faut se souvenir que cette partie du squelette a un méta- 

lisme osseux spécial. 

L’existence de zones de remaniement rondes serait un argument 
ec itre une genése purement mécanique. Cependant on s’est toujours basé 
si * des analogies radiologiques pour interpréter ces modifications et il 
n xiste aucune description histologique des territoires correspondants. 
P: ur Kinp il s’agirait d’une forte ostéoporose localisée et cette hypo- 
th se est confirmée par l’observation de Hopr qui a constaté dans un 
cas la persistence des zones de remaniement rondes et ovalaires alors 
que les autres avaient disparu sous l’effet de la thérapeutique. 

Dans le cas 2 qui présente des images kystiques claires 4 la radio- 
graphie, au niveau des phalanges et des métacarpiens, le microscope 
permet de constater une atrophie circonscrite de la spongieuse. La ca- 
viié ainsi formée est remplie par du tissu adipeux en atrophie gélati- 
neiise. 

Nous pensons que les zones de remaniement rondes décrites jusqu’A 
maintenant (Horr, MicHAELIs etc.) appartiennent certainement a cette 
catégorie de lésion. Deux cas observés récemment confirment cette maniére 
de voir. A la radiographie on constate une image ressemblant beaucoup 
a celle de MicHaELIs qu’il avait identifiée et rattachée aux autres zones 
de remaniement du squelette. L’histologie révéle une ostéoporose loca- 
lisée, mais cette fois sans modification du tissu médullaire. 

Comme pour toutes les affections ayant 4 leur base la fracture 4 marche 
lente (schleichende Fraktur), il s’agit de savoir si les fissures sont pri- 
mitives ou secondaires aux modifications des ostéocytes et de la sub- 
stance fondamentale. Les auteurs qui pensent que ces fissures et in- 
fractions sont primitives s’appuient sur la radiographie qui montre sou- 
vent au premier stade de la zone de remaniement de fines infractions de 
la corticale. Mais il ne faut pas oublier que le cliché ne révéle que des 
ph¢noménes macroscopiques et non des images fines. Ces infractions sont 
du reste facultatives. Looser déja distinguait dans ses cas d’ostéomalacie 
et de rachitisme tardif, trois sortes de lésions au niveau des déforma- 
tions osseuses: l’infraction, la fracture et 1’»>Umbauzone». Dans plusieurs 
cas, le début centro-cortical a été noté et |’éclaircissement s’étend alors 
pe & peu vers la périphérie (LEPENNETIER). 

D’aprés les cas que nous avons examinés, il semble bien que le pro- 
ce sus débute par l’oncose qui entraine une modification de la substance 
fo. damentale et seulement par la suite apparaissent les micro-fissures. 
Il est cependant évident que sous l’effet de sollicitations mécaniques 
tr p fortes, les fissures amorcées en territoire osseux pathologique peu- 
ve + se prolonger dans |’os calcifié non oncotique. Ces solutions de con- 
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tinuité sont parfois méme trés étendues et vont jusq’a la fracture comm 
dans les cas de SEELIGER, MILKMAN et notre deuxiéme cas. 

En dehors du réle localisateur des facteurs mécaniques, des modific: - 
tions vasculaires doivent prendre une certaine part au processus. On , 
observé qu’en cas d’artériosclérose des vaisseaux fémoraux, par exemp! , 
les cellules osseuses situées prés des artéres sont normales et la substan: 
fondamentale a une structure lamellaire. Aux endroits mal irrigué . 
loncose est floride et toute la structure a disparu au niveau de la su/ - 
stance calcifiée. 

Looser admettait que l’atrophie de l’os devait jouer un certain ré.¢ 
dans la genése des zones de remaniement et ceci méme dans les gross: s 
ostéomalacies. Les ostéopathies de famine ot le facteur malacique e:t 
combiné 4 l’atrophie et & la fibro-ostéoclasie semblent venir confirmer e 
point de vue. I] faut relever & ce propos que la majorité des syndromes «ie 
MILKMAN décrits pendant la guerre appartenaient & ce groupe d’ostéo- 
pathies. L’existence de ligne de Looser dans les cas d’ostéomalacie du 
type hypertrophique, comme nous avons eu l'occasion d’en voir un, 
semble mettre davantage en évidence la diminution de la partie cal- 
cifiée des trabécules plutét que leur volume total. Le coefficient mala- 
cique entre pour une bonne part dans la genése des zones de remanie- 
ment; il est de toute évidence que les qualités physiques de trabécules 
osseuses inhomogénes, composées de deux parties, une calcifiée et une 
ostéoide, seront différentes de celles d’un systéme osseux homogéne. 
Les trabécules calcifiées, fragiles, sont beaucoup moins élastiques que 
les bords ostéoides: Si cet ensemble est soumis & l’action d’une force 
dépassant les possibilités d’élasticité de la partie calcifiée, mais non celle 
de lostéoide, il se produira une infraction qui n’intéressera que cette 
premiére partie des trabécules osseuses. 

M. B. Scumipt a déja révélé la présence de fissures et d’infractions ne 
touchant que la partie calcifiée de l’os et laissant intact l’ostéoide. Les 
bords albumineux protégent les parties calcifiées contre la réaction en- 
dostale habituelle. 


VII. Le syndrome de Milkman est-il commun a plusieurs 
affections osseuses? 


L’examen des cas de la littérature, bien étudiés tant au point de vue 
des lésions locales que de l’affection générale du squelette, nous a montré 
que la trés grande majorité des syndromes de MILKMAN, avaient por 
affection de base une maladie osseuse présentant un coefficient ma’ :- 
cique, dans le sens d’une diminution du volume calcifié et d’un rempla: - 
ment par de l’ostéoide. Nous n’avons pas rencontré de description « 
l’ostéoporose simple ait constitué & elle seule l’affection générale de ba: >. 
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Le. cas décrits comme tels sont fort suspects, car la radiologie est dans 
ypossibilité de distinguer une ostéoporose d’une ostéomalacie, 4 moins 
qu: le bassin ne soit déformé en coeur de carte & jouer. Les examens de 
lal oratoire permettent certaines précisions, mais la biopsie seule donne des 
cei situdes; elle n’est que bien rarement pratiquée malgré son innocuité. 

Il est classique d’admettre avec Looser que l’ostéopsatyrose et la 
sy) hilis congénitale peuvent également donner des zones de remaniement. 
Ki:NBOCK a décrit dans la premiére affection des lésions qui & la radio- 
gr: phie paraissent assez semblables aux zones de remaniement de LoosER 
et qu'il nomme »Resorptionsringe». A notre connaissance il n’existe pas 
dexamen histologique de ces lésions et il est assez dangereux de con- 
cure & une identité anatomo-pathologique sur de simples constations 
raciologiques. Il suffit de se souvenir que l’ostéoporose et l’ostéomalacie 
qui donnent pourtant la méme image radiologique, n’ont guére la méme 
his:ologie. 

Pour la syphilis congénitale, B. ALEXANDER a mis en évidence des 
lignes claires que Looser lui-méme identifie avec une »Umbauzone». Si 
on rapproche de cette description les altérations osseuses que PIcK a re- 
marquées en cas de lués congénitale, on est obligé de reconnaitre la fra- 
silité de cette analogie. En effet des lésions qui chez une hérédoluétique, 
emblent & la radiographie identiques 4 une zone de remaniement, se 
ont révélées, & l’examen histologique, étre une bande sclérogommeuse 
avec plages de caséification et ayant entrainé par la suite une fracture 
spontanée. 

On a décrit et voulu voir le syndrome de MILKMAN dans une quantité 
taffections du squelette. Mais si on s’en tient & la description de MiLk- 
MAN lui-méme, et malgré la dénomination de »multiple spontaneous idio- 
pathic symmetrical fractures», il faut réserver le terme & un ensemble 
de lésions bien définies radiologiquement, cliniquement et histologi- 
quement. On a trés souvent perdu de vue le caractére de pseudo-fracture 
pour ne plus voir que la symétrie et ainsi on a décrit les syndromes de 
MmkKMAN dans le Paget, l’ostéodystrophie parathyroidienne, l’ostéo- 
porose, qui n’ont plus qu’un vague point commun avec le cas décrit 
par le radiologue américain et pris depuis comme description type. 
SCHMORL, qui a examiné au microscope des cas de Paget, avec images 
qualifiées d’»Umbauzonen», n’a constaté que des infractions et aucune 
formation ostéoide. Cet auteur, il est vrai, n’a jamais voulu voir de 
zones de remaniement en cas d’ostéomalacie. 

HEROLD sur la base des recherches d’UEHLINGER, distingue des syn- 
lromes de MitkmaNn avec »Umbauzone» et »Pseudo-Umbauzone». Par 
le premier terme il désigne les zones de remaniement sans infractions et 
par le second les zones de remaniement avec infractions. Cette distinc- 
tior ne correspond pas & l’anatomie pathologique, puisqu’on peut ren- 
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contrer de véritables fissures dans les zones de remaniement les p 1s 
typiques. Mais il est certain que cette classification revue & la lumi: :e 
de la pathologie osseuse, aménerait un peu plus de clarté dans le grou se 
des affections symétriques de l’os. Il nous semble qu’il faille réserver |e 
terme de zone de remaniement & des lésions correspondant exactem¢ it 
& image radiologique et histologique de Looser et réserver celui » 
pseudo-zone de remaniement aux altérations ayant une certaine rs- 
semblance radiologique avec |’»>Umbauzone», sans en avoir l’histolocie. 


En tenant compte de cette distinction, on arrive & la constation cue 
le syndrome de Milkman avec véritables zones de remaniement, est comn. in 
seulement au rachitisme, & Vostéomalacie (puerpuérale, sénile, par intoxwa- 
tion au cadmium (?)) et & Vostéopathie de famine. 


RESUME 


Pour l’interprétation étiologique et pathogénique des zones de remaniement (\'m- 
bauzonen) dans le syndrome de MILKMAN il faut tenir compte des faits suivants: 

a) lostéopathie atrophique qui est & la base de l’affection a un trés fort coefficient 
malacique (ce groupe comprend toutes les différentes formes d’ostéomalacie, de rachi- 
tisme, d’ostéopathies de famine et splanchniques). 

b) loncose, c’est & dire une nécrobiose particuliére de l’ostéocyte, en ilots pauci- 
cellulaires peut étre constatée dans tout le tissu osseux; elle est particuliérement 
importante au niveau des zones de remaniement. 

c) Poncose a une répercussion sur la qualité de la substance fondamentale dont les 
propriétés tinctoriales changent. 

d) des microfissures apparaissent en territoire oncotique et & substance fondamen- 
tale modifiée. 

e) les points de prédilection des zones de Looser sont déterminés par les sollicita- 
tions mécaniques (statiques et fonctionelles). L’existence de zones de remaniement ron- 
des qui ferait rejeter lhypothése d’une étiologie purement mécanique est encore a prou- 
ver. 


SUMMARY 


In order to interpret etiologically and pathogenically the surrounding zones in 
Milkman’s syndrome the following factors must be taken into account: 

a) The osteopathic atrophy which is the base of the disease has a very strong malacic 
coefficient (this group includes all the different forms of osteomalacia, rachitis, hunger 
osteopathy and splanchnic osteopathy.) 

b) Oncosis, that is to say a special necrobiosis of osteocystoma in paucice!!ular 
regions can be found in all the bony tissue: it is particularly important on the level o* the 
surrounding zones. 

c) Oncosis is repercussive on the quality of the basic substance, the tinctorial qu ‘lity 
of which changes. 

d) Microfissures appear in the oncotic region with changed basic substance. 

e) The point of predilection for Looser’s zones are determined by mechs ical 
(static and functional) factors. The presence of round surrounding zones, that | wld 
reject the hypothesis of a purely mechanical etiology still remains to be proved. 
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ZUSAMMENFASSUNG 


Fir das Verstiindnis der Atiologie und Pathogenese der Umbauzonen beim Milk- 
m ischen Syndrom muss man folgende Tatsachen im Auge behalten: 

a) Die dem Leiden zugrunde liegende atrophische Osteopathie zeigt einen sehr 
st ken malazischen Einschlag (diese Gruppe umfasst alle die verschiedenen Formen von 
M azie, Rachitis, Hungerosteopathien und splanchnischen Osteopathien). 

b) Die Onkose, d. h. eine besondere Nekrobiose der Osteozyten in Form von zell- 
ar en Gebieten, lisst sich in allen Knochengeweben nachweisen; sie ist auf der Héhe 
de Umbauzonen besonders bedeutend. 

c) Die Onkose beeinflusst ihrerseits die Qualitiét der Grundsubstanz, deren fiar- 
be sche Eigenschaften sich verindern. 

d) In onkotischen Gebieten mit verinderter Grundsubstanz treten Mikrofis- 
su auf. 

e) Die Vorzugstellen der Looser’schen Zonen sind durch mechanische (statische und 
fu: <tionelle) Faktoren bedingt. Das Vorkommen von runden Umbauzonen, das die 
Hy othese einer rein mechanischen Atiologie umwerfen wiirde, bleibt noch zu be- 
we. jen. 
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Fig. 1. A 531/14. Radiographie d’un fr 
ment de gril costal. IA zone 
remaniement raréfiée. IB x 
de remaniement densifiée. N« 
breuses zones de remaniement 
niveau de chaque cote. 


A 175/19. Gross. 12 x. H. E. 
ostéomalacique. Grosse in- 
fraction avec cal périostal (c) 


(comparer avec les fig. 3 et 4). 
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Fig. 3. A 531/14. Gross. 12 x. H. E. Zone de remaniement raréfiée 

(point IA de la fig. 1). La corticale (c) est interrompue des deux 

cotés. La cavité médullaire est entiérement occupée par du tissu 

osseux trabéculaire, de la moelle fibreuse et quelques ilots carti- 
lagineux. 


a 


Fig. 4. A 531/14. Gross. 12 x. Nageotte. Zone de remaniement 

densifiée (point IB de la fig. 1). La cavité médullaire (m) est de 

nouveau reconstituée. Noter la différence de calcification de la zone 

en agathe (a) qui se marque par une teinte moins foncée que les 
trabécules osseuses de la corticale. 
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Fig. 5. A 531/14. Cote. Gross. 210 x. H. E. Oncose dégénérative. 


1) Ostéocyte normal 
2) Ostéocyte oncotique 


Fig. 6. A 531/14. Cote. Gross. 76 x. 
Infraction dans une zone de remanie- 
ment au début. Résorption fibro-ostéo- 
clasique d’une trabécule avec fissures (f) 
colmatées par un exsudat (e). 


3) Tissu osseux calcifié 
4) Bord ostéoide 


Fig. 7. A 538/44. Cubitus. Thionin 
Gross. 76 x. Modification de la su’ 
stance fondamentale (s) en territoi 
oncotique et début de microfissure (n 


310 P. WETISTEIN 
7 4 3 1 
q 
7 


LES ZONES DE LOOSER ET LE SYNDROME DE MILKMAN 


Fig. 8. A531/14. Cote. Gross. 100 x. Fig. 9. A 531/14. Cote. Thionine 150x. 
H. E. Fissure traversant une trabé- Fissure multiramifiée en territoire ostéo- 
cule (t) et s’étendant d’un céte au nécrotique. Les prolongements des ostéo- 
bord ostéoide (0). cytes de cette région (p) ne retiennent 

plus la thionine. (n) ostéocyte normal. 


Fig. 10. A 531/14. Cote. H. E. Gross. 100 x. 
Ilots cartilagineux (i) intercalés, dans une zone 
de remaniement raréfiée. 
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Fig. 11. A 517/45. Zone de remaniement (r) traversant de part en part 
E. 


une vertébre en coin. Gross. 2 x. H. 


Fig. 12. A517/45. Gross. 26 x. H. E. Zone de remaniement de la 
vertébre ci-dessus. Stade de réparation avancé. L’ajustement des trabé- 
cules osseuses anciennes avec les néoformées est reconstitué. (x) 
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